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PALAVRAS-CHAVE Resumo

Aerofagia; Objetivo: Descrever o caso de uma adolescente com aerofagia patologica, uma doenca rara
Distensao patologica; causada pela degluticao excessiva e inapropriada de ar, e revisar o tratamento e os diagnosticos
Esvaziamento diferenciais.

gastrico Descricéo do caso: Menina de 11 anos portadora de retardo mental e cegueira, apresentava

problemas comportamentais associados a retardo do desenvolvimento, foi consultada por dis-
tensdo abdominal persistente por oito meses. Sua historia pregressa incluia uma fundoplicatura
a Nissen. Tomografia e radiografias abdominais mostravam distensao difusa do trato digestivo
por ar, incluindo célon e delgado. Doenca de Hirschsprung foi excluida. A distensao persistiu
mesmo apos o controle da constipacdo e era minima de manha e maxima a noite. Ruidos audi-
veis e repetitivos de degluticdo de ar foram observados e auscultados. A crianca foi tratada
farmacologicamente com o diagndstico de aerofagia patologica associado a disturbio obsessivo
compulsivo, sem sucesso. A paciente foi submetida a gastrostomia descompressiva endoscopia
e manteve nutricao oral.

Comentdrios: A aerofagia patologica é uma doenca rara e autolimitada em criancas, mas pode
ser um problema grave e persistente naquelas com problemas neuropsiquiatricos, nas quais
pode causar complicacdes sérias. Os tratamentos comportamentais e farmacoldgicos tém pouco
sucesso nesse grupo. Casos graves podem precisar de tratamento cirlrgico, principalmente
gastrostomia descompressiva

© 2015 Sociedade de Pediatria de Sao Paulo. Publicado por Elsevier Editora Ltda. Todos os
direitos reservados.
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Pathologic aerophagia: a rare cause of chronic abdominal distension

Abstract

Objective: To describe an adolescent with pathologic aerophagia, a rare condition caused by
excessive and inappropriate swallowing of air and to review its treatment and differential
diagnoses.

Case description: An 11 year-old mentally impaired blind girl presenting serious behavior pro-
blems and severe developmental delay with abdominal distension from the last 8 months. Her
past history included a Nissen fundoplication. Abdominal CT and abdominal radiographs showed
diffuse gas distension of the small bowel and colon. Hirschsprung’s disease was excluded. The
distention was minimal at the moment the child awoke and maximal at evening, and persisted
after control of constipation. Audible repetitive and frequent movements of air swallowing were
observed. The diagnosis of pathologic aerophagia associated to obsessive compulsive disorder
and developmental delay was made, but pharmacological treatment was unsuccessful. The pati-
ent was submitted to an endoscopic gastrostomy, permanently opened and elevated relative to
the stomach. The distention was resolved, while maintaining oral nutrition

Comments: Pathologic aerophagia is a rare self-limiting condition in normal children exposed to
high levels of stress and may be a persisting problem in children with psychiatric or neurologic
disease. In this last group, the disease may cause serious complications. Pharmacological and
behavioral treatments are ill-defined. Severe cases may demand surgical strategies, mainly
decompressive gastrostomy.

© 2015 Sociedade de Pediatria de Sao Paulo. Published by Elsevier Editora Ltda. All rights
reserved.

Introducao

A aerofagia patoldgica, causada por excessiva e inadequada
degluticao de ar, é uma condicdo rara em pediatria cli-
nica. A doenca afeta principalmente criancas normais que
lidam com situacdes de estresse, mas aproximadamente
25% dos pacientes apresentam problemas psiquiatricos e/ou
neurologicos graves. O diagnostico diferencial envolve prin-
cipalmente outras sindromes disfuncionais gastrointestinais.

Descrevemos aqui um caso de aerofagia patoldgica grave
em uma crianca em idade escolar com retardo mental, bem
como uma revisao da literatura sobre o tema.

Descricdo do caso

Crianca de 11 anos com retardo mental, do sexo feminino,

foi transferida de outro hospital para a Enfermaria de Pedia- Figura 1

Distensao abdominal grave, que causava limitacao

tria do Hospital Universitario Antonio Pedro, Rio de Janeiro,
Brasil, para investigacdo de possivel megacdlon aganglio-
nico. A menina era cega, apresentava graves problemas de
comportamento e atraso grave de desenvolvimento e nao
era capaz de cooperar com anamnese e exame fisico. A mae
relatou um historico de distensao abdominal apenas nos ulti-
mos oito meses que nao respondia a enemas repetidos e
associados a crises de dor que exigiam visitas repetitivas aos
servicos de emergéncia pediatrica. Constipacdo moderada
era observada desde a infancia e era tratada pelo uso oca-
sional de laxantes orais. O apetite era preservado durante
as crises e nao havia sinais de disfuncao gastrica, nausea ou
vomito.

O exame fisico mostrou uma crianca pré-pubere seri-
amente desnutrida, -14,5kg (< percentil 5da curva de

da expanséo toracica. Cicatriz abdominal corresponde ao local
da gastrostomia anterior. Observe as cicatrizes na mao, devido
a mordedura de repeticéo.

crescimento da Organizacdo Mundial da Saude)," 102cm
(< percentil 5da curva de crescimento da Organizacao Mun-
dial da Saude)," com distensdo abdominal grave e difusa
(76cm de circunferéncia abdominal no nivel da cicatriz
umbilical) (fig. 1). Peristalse era normal. Nao havia mas-
sas palpaveis ou dor abdominal. Exame anal e retal mostrou
um anus tépico normotonico. O reto estava cheio de fezes
solidas.

A avaliacdo neuropsiquiatrica confirmou atraso grave
de desenvolvimento e agressividade desproporcional em
relacdo a equipe médica. Varios movimentos repetitivos
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estereotipados (morder das maos, mover o torax para frente
e para tras e agitar um chocalho). A paciente fazia uso croé-
nico de periciazina (8mg de manha e 10mg a noite), que foi
gradualmente retirado durante a internacao.

A crianca era o resultado de uma gestacao gemelar, nas-
cida prematuramente. Ela apresentou catarata congénita
e havia sido submetida a uma gastrostomia e fundoplica-
tura aos trés meses para tratar problemas de degluticao,
aspiracao repetitiva e refluxo gastroesofagico sintomatico.
Depois de um periodo perinatal dificil, a paciente foi aban-
donada pela mae e institucionalizada. A gastrostomia foi
removida e ela foi entao alimentada por via oral. A menina
foi adotada aos dois anos, com outras duas criancas com defi-
ciéncia neuroldgica. A familia ja tinha outros filhos naturais
e o pai esta em cadeira de rodas.

Tomografia computadorizada do abdomen e varias radio-
grafias abdominais mostraram distensao difusa por presenca
de gas no intestino delgado e cdlon (fig. 2).

A constipacao foi controlada com enemas diarios por
15 dias, apos os quais a crianca evacuou espontaneamente
diariamente. Uma biopsia retal excluiu a doenca de Hirschs-
prung. A observacao clinica demonstrou que a distensao era
minima quando a crianca acordava de manha (média de cir-
cunferéncia abdominal de 68cm) e maxima a noite (média
de circunferéncia abdominal de 74cm). Foram observados
movimentos sonoros, repetitivos e frequentes de degluticao
de ar. Para testar a hipotese de aerofagia patologica em
uma paciente incapaz de arrotar, seu perimetro abdominal
foi medido (76cm) e uma sonda nasogastrica foi colocada e

Figura 2 Distensao abdominal causada por gases difusa e
grave que atinge o intestino delgado e o célon.

mantida aberta por 24 horas. No fim do periodo, o perimetro
abdominal era de 61cm. Algumas horas apo6s a remocao do
cateter, seu perimetro abdominal alcangou 78cm.

Partindo do diagnostico de aerofagia patologica associada
a transtorno obsessivo-compulsivo e atraso no desenvolvi-
mento, o tratamento com risperidona 1,5mg/dia (0,5mg de
manha e 1mg a noite) por trés semanas ndo teve sucesso. O
uso de carbono oral foi considerado impraticavel.

A crianca foi submetida a uma gastrostomia endosco-
pica, sem complicagdes. A familia foi ensinada a manter a
gastrostomia aberta e elevada >30cm em relacdo ao esto-
mago, tao frequentemente quanto possivel, para permitir a
eliminacéo do ar engolido, evitar a perda de secrecdes gas-
tricas e, a0 mesmo tempo, permitir a nutricao oral normal.
Isso foi possivel com um dispositivo de alongamento ligado
ao tubo da gastrostomia e fixado a parede toracica ante-
rior em direcdo superior quando a crianca estava sentada
ou de pé, durante o dia, o que resolveu a distensao abdomi-
nal crénica. A crianga, no entanto, manteve os movimentos
repetitivos de degluticao.

No momento do presente relato, a familia relata dre-
nagem constante de ar da gastrostomia e recorréncia da
distensao abdominal sempre que a gastrostomia permanece
fechada por um longo periodo. A constipacédo cronica nao se
repetiu. A menina permanece sob tratamento psicoterapico
e supervisao dos servicos sociais.

Discussao

Em criangas, 70% do gas intestinal é resultado da degluticdo
de ar.? A expressao radioldgica da aerofagia € a presenca de
gas em todo o intestino delgado, que é fisioldgico em recém-
-nascidos e lactentes, mas limitado a situacoes especificas
em criancas mais velhas.

Os critérios de Roma definiram a aerofagia patoldgica
como degluticao de ar que causa distensao abdominal e/ou
flatuléncia/eructacao repetitivas, presentes por mais de 12
semanas em um ano. Esse padrao pode ser problematico em
criancas com retardo mental que apresentam constipacao
e foram previamente submetidas a fundoplicatura e ambos
sao comuns nessa populacao. Esses pacientes sao frequente-
mente incapazes de arrotar e massas fecais retais limitam a
eliminacao de flatos. Somente a nossa paciente e outros dois
casos relatados®“ foram previamente submetidos a fundopli-
caturas, o que pode ter aumentado a aerofagia patoldgica,
devido a impossibilidade de arrotar. A maioria dos pacientes
com aerofagia patoldgica é de criancas e adolescentes em
idade escolar. A doenca é rara e cronica; quase metade dos
pacientes apresenta sintomas por >1 ano no momento do
diagnéstico.

Doencas psiquiatricas atingem 1/4 dos casos de aerofagia
patologica, principalmente retardo mental, autismo e sin-
drome de Rett.> Embora a aerofagia patoldgica seja rara,
8,8% de criancas institucionalizadas com retardo mental
apresentam aerofagia.” A aerofagia patoldgica pode repre-
sentar o espectro mais grave de aerofagia nessa populacao
especifica e é possivel que haja subnotificacdo. Nao exis-
tem dados sobre a incidéncia de aerofagia patologica na
populacado pediatrica normal. A maioria das criancas sem
diagnosticos psiquiatricos anteriores que apresentam aero-
fagia patologica estd lidando com situacbées agudas de
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estresse (por exemplo, inicio do periodo escolar, nasci-
mento de irmaos, divorcio dos pais, internacdo). Nesses
casos, a aerofagia patologica tende a desaparecer a medida
que a situacao estressante é resolvida, mas problemas de
linguagem e/ou comportamento sao comuns, juntamente
com sinais evidentes de ansiedade. Em alguns pacientes,
aerofagia patologica é simplesmente substituida por outra
expressao de ansiedade.®

Alguns especialistas até mesmo associam a aerofagia
patoloégica ao comportamento autodestrutivo. Criangas com
retardo mental também sofrem de ansiedade, mas suas
manifestacoes podem ser atipicas e mais dificeis de detectar
e tratar nessa populacao.

A aerofagia patoldgica pode apresentar complicacdes
tais como volvulo, necrose/perfuracao intestinal e até
morte.>’” Todas as complicacdes cirrgicas relatadas foram
relacionadas a pacientes com retardo mental. Van der
Kolk et al. descreveram nove adultos com retardo mental
grave, institucionalizados com graves complicagdes cirdrgi-
cas (perfuracdo gastrica, necrose gastrica e vélvulo, com
uma morte), que apresentavam aerofagia patologica desde
ainfancia. Esses autores sugerem que a aerofagia patoldgica
ndo tratada em criancas com deficiéncia neurolégica pode
persistir apos a maturidade e levar a sérias complicacdes em
longo prazo, que podem ser evitadas por meio da insercao
de uma gastrostomia.’

Acredita-se que a doenca seja causada por movimen-
tos psicogénicos de degluticao de ar semelhante a mioclono
(como observamos em nosso paciente indice) ou por movi-
mentos repetitivos de degluticao de ar reflexo devido a
abertura paroxistica do esfincter superior do es6fago em
pacientes com retardo mental.

Pacientes com aerofagia patoldgica normalmente buscam
ajuda médica devido a grave distensao abdominal, persis-
tente, geralmente minima quando o paciente acorda de
manha (devido a menor ingestdao de ar durante o sono e
eliminacédo de flatos durante o periodo noturno) e maxima
no fim da noite. Dor abdominal associada é frequente.
Eructacoes também sdo comuns. Sons audiveis de degluticao
de ar sao patognomonicos da doencga. Disturbios intestinais
funcionais associados tém sido relatados, principalmente
constipacdo.® Ocasionalmente, ha algum grau de restricao
respiratoria devido a extrema distensdo abdominal. A
radiografia abdominal mostra distensdo intestinal gastrica
difusa, incluindo intestino delgado, sem sinais de obstrucao
intestinal. A fluoroscopia pode demonstrar os tipicos
movimentos de degluticdo e coordenacédo faringoesofagica
anormal.°

O diagnostico diferencial é feito com distUrbios funcio-
nais gastrointestinais (pseudo-obstrucao intestinal cronica,
constipacao grave, doenga de Hirschsprung), sindromes de
ma absorcao, obstrucao intestinal anatomica e fistulas tra-
queoesofagicas. Sindrome da dilatacdo abdominal pode ser
considerada em pacientes que foram submetidos a fundo-
plicatura anterior. O diagnostico de aerofagia patologica é
raro e depende da percepcao clinica. A exclusdo de outras
condicoes pode exigir exames complementares complexos
e atraso no tratamento. Em nosso caso, o diagnostico foi
baseado na exclusao de anormalidades musculares ou neu-
ronais intestinais por meio de bidpsia, a persisténcia dos
sintomas apos o controle da constipacao e a presenca de
grandes quantidades de ar no intestino delgado, sem sinais

radiologicos de obstrucao intestinal (que excluem a pseudo-
-obstrucao intestinal).

Ha pouca informacao disponivel sobre o tratamento
de aerofagia patologica, com um nivel muito baixo de
evidéncia. Varios tratamentos farmacoldgicos tém sido suge-
ridos. Simeticona e antiespasmaddicos podem ser tentados,
com baixa efetividade. Comprimidos de carbono oral como
absorventes de ar tém sido usados, mas sua dosagem e
eficacia sdo nucleares.®'" Observando os bons resultados
das benzodiazepinas para tratar sindromes similares a mio-
clono e a observacao de que uma dose intravenosa baixa
de clonazepam pode abolir os movimentos patologicos de
degluticao em pacientes com aerofagia patologica, Hwang
et al. prospectivamente trataram 15 criancas com retardo
mental e aerofagia patolégica com uma dose oral baixa
de clonazepam (0,025mg/kg/dia em duas doses, lenta-
mente aumentada para 0,1mg/kg/dia, conforme necessario)
por quatro meses (ou por um més apds o paciente estar
assintomatico). O medicamento foi lentamente desconti-
nuado. Nao foram observados efeitos colaterais graves.
Quando comparado com um grupo controle tratado ape-
nas com reconfirmacao (n=7), 67% do grupo clonazepam e
14% do grupo de reconfirmacdo tiveram os sintomas resol-
vidos (p=0,032), ambos sem recorréncia.”” O efeito do
clonazepam pode ser mediado centralmente, devido ao con-
trole da ansiedade, ou afetar diretamente o mecanismo
patologico que desencadeia os movimentos repetitivos de
degluticao.

Terapia comportamental/psicologica pode ser tentada,
mas sua eficacia é questionavel em pacientes com
retardo mental. Reconfirmacao/psicoterapia foi eficiente
em metade dos casos tratados por Delapetriere et al.® No
caso de nosso paciente, tentamos tratamento farmacolo-
gico especifico para o transtorno obsessivo/compulsivo, sem
sucesso.

Tratamento fonoaudioldgico foi experimentado com
sucesso em 3/13 pacientes,® mas nao é uma opcao em
casos de doenca psiquiatrica grave e/ou déficit cognitivo.
Em nosso paciente, fonoaudiologos decidiram que o recon-
dicionamento néo era possivel.

A descompressdo com uma sonda nasogastrica pode
ser usada em casos de distensdo aguda. Os tratamen-
tos cirdrgicos raramente sao necessarios e sao usados
quase que exclusivamente em pacientes com retardo men-
tal. Gastrostomia é a proposta mais frequente, mas pode
nao ser sempre eficaz, como nos casos de Fukukawa
e Gauderer.>'? Recentemente Fukugawa et al.’ propuse-
ram uma separacao gastroesofagica e o uso de estoma
descompressivo esofagico-abdominal para tratar dois paci-
entes graves que nao responderam a gastrostomia (ambos
previamente apresentavam complicacado com volvulo e
necrose).

Em conclusdao, aerofagia patologica € uma condicao
rara que ocorre em criancas normais expostas a altos
niveis de estresse, para as quais a doenca € normalmente
autolimitada, ou em criancas com doencas psiquiatri-
cas ou neurologicas. Nesse Ultimo grupo, a doenca pode
persistir e causar sérias complicacdes. Os tratamentos far-
macologicos e comportamentais ainda sdo mal definidos
e seu sucesso é duvidoso. Os casos graves podem exigir
estratégias cirdrgicas, principalmente gastrostomia descom-
pressiva.
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