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RESUMO

Modelo de estudo: Estudo de prevaléncia. Objetivo do estudo: Avaliar o perfil epidemioldgico dos casos de
hipospadia atendidos no Hospital Sdo Francisco na Providéncia de Deus da Universidade S&o Francisco (HUSF), Bra-
ganga Paulista/SP nos ultimos 10 anos (2007-2017), relacionando os tipos de hipospadia com as malformagées asso-
ciadas e idade a primeira cirurgia corretiva. Metodologia: Foi realizado um levantamento de casos de hipospadia aten-
didos entre 2007 e 2017 no HUSF, com pacientes oriundos das cidades da Regido Bragantina do estado de Sao Paulo.
Os tipos de hipospadia foram relacionados com as malformagdes associadas. Foram pesquisados nos prontuarios: tipo
de hipospadia, idade a primeira cirurgia, laudo de exame ultrassonografico, etnia, local de nascimento e malformagéao
associada. Os dados foram analisados estatisticamente utilizando os testes Qui-quadrado, teste F e de Kruskal-Wallis.
Resultados: Em 1401 atendimentos pediatricos no periodo avaliado, foram encontrados 45 casos de hipospadia com
prevaléncia igual a 0,7/1000 nascidos vivos. Do total de casos, 29 foram classificados como do tipo distal, seis casos
de hipospadia média e 10 casos do tipo proximal [F-test (2,8)=5,552; P=0,003; x2=9,3117; P=0,009]. Nos casos de
hipospadia distal, foram detectadas 16 malformacGes associadas e, nos tipos média e proximal, foram observadas
sete malformacgbes associadas em cada uma (KW=3,322, P=0,19). O maior nimero de casos foi abordado cirurgica-
mente no intervalo entre os trés e quatro anos de idade. Conclusdo: A hipospéadia distal foi a mais prevalente, com
idade a primeira cirurgia em desacordo com o intervalo proposto para a corregdo da hipospadia.
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ABSTRACT

Study model: a Prevalence study. Objective: Evaluating the epidemiological profile of hypospadias cases assisted in
the Hospital Sdo Francisco na Providéncia de Deus of the Universidade Sdo Francisco (HUSF), Braganca Paulista, Brazil,
in the last 10 years (2007-2017), relating the types of hypospadias with associated malformations and age at the first
corrective surgery. Methodology: A survey of hypospadias cases assisted between 2007 and 2017 in HUSF was carried
out with patients from the Bragantina region of the state of Sdo Paulo. The types of hypospadias were related to the
associated malformations. The following data were collected from the medical records: type of hypospadias, age at first
surgery, ultrasound imaging, ethnicity, place of birth, associated malformation. Data were statistically analyzed using
Chi-squared, F-test and Kruskal-Wallis tests. Results: In 1401 pediatric assistances, it was found 45 cases of hypo-
spadias with a prevalence of 0.7/1000 births. From the total, 29 cases were classified as distal, six cases of medium,
and 10 cases as proximal types [F-test (2.8)=5.552, P=0.003, x2=9.3117, P=0.009]. Cases of distal hypospadias had
16 associated malformations, and for medial and proximal types there were seven associated malformations in each
one (KW=3.322, P=0.19). The largest number of cases was surgically corrected between three and four years of age.
Conclusion: Distal hypospadias were the most prevalent in the Bragantina region in the last 10 years. It was also ob-
served that the age at first surgery is in disagreement with the range proposed for the corrective approach of hypospadias.
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INTRODUGAO

Considera—se a hipospadia uma malformacdo
congénita clinicamente caracterizada pelo
desenvolvimento incompleto da uretra com disposi-
c¢do do meato uretral na face inferior do pénis (face
ventral) e ndo na extremidade da glande. A palavra
origina-se do grego hypos (abaixo) e spadon (ras-
gado). Ndo é uma malformacdo exclusiva do sexo
masculino, pois, também ha hipospadia feminina
caracterizada por abertura anormalmente alta da
uretra no introito vaginal e, geralmente, acompa-
nhada de certo grau de incontinéncia urinariat.

O desenvolvimento do sistema urinario
apresenta intima relagdo com o sistema repro-
dutor e a genitdlia externa. Apenas a partir da
sexta semana de gestacdo é que se inicia a dife-
renciacdo do tubérculo genital e das pregas geni-
tais em diregdo ao aparelho reprodutor masculino
ou feminino, de acordo com a presencga ou nao de
horménio sexual masculino. Sabe-se que a dife-
renciacdo do trato genitourinario para o fenoétipo
masculino exige trés hormoénios: testosterona,
5-alfa diidrotestosterona, e a substancia inibidora
de Miller. Essa ultima induz a regressao do ducto
de Miiller; a testosterona estimula a diferenciagao
das estruturas derivadas do ducto de Wolff (epi-
didimo, vaso deferente e vesicula seminal) e a
5-alfa diidrotestosterona atua na diferenciagao do
seio urogenital. A base etiopatogénica da hipos-
padia é uma deficiéncia de testosterona durante a
fase critica de morfogénese da uretra (da nona a
décima terceira semana de gestagao) 2.

Na maior parte das vezes, o quadro é acom-
panhado por curvatura peniana ventral congénita
que se manifesta em decorréncia de tecido fibroso
ventral (resquicio do corpo esponjoso hipoplasico)
ou desproporgdo dos corpos cavernosos. Também
pode ser percebido pelos pais pela presenga de
prepucio exuberante e redundante apenas na face
dorsal do pénis3. Entretanto, o diagndstico é reali-
zado ao nascimento pelo exame fisico, na maioria
dos casos!.

De acordo com a posicao do meato uretral,
a hipospadia é classificada como distal (70% dos
casos - glandular, coronal e peniana anterior);
média (10% dos casos - peniana média) e pro-
ximal (20% dos casos - penoscrotal, escrotal e
perineal) 4.
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E comum observar outras anomalias do
trato urogenital associadas com a hipospadia, tais
como, alteragdes do descenso testicular em 9,3%,
chegando até 31,6% nas formas proximais (escro-
tal e penoscrotal), além de disturbios do desenvol-
vimento sexual®. Ikoma et al. (1985)¢ observaram
27,5% de cisto de utriculo em 280 pacientes com
hipospadia investigados radiologicamente. Pode
ser encontrada associada a ectopia renal, hérnia
inguinal bilateral, além de anomalias ndo associa-
das com o trato urinario, como a estenose aodrtica’.

O tratamento da malformacédo é cirlrgico e
visa a correcdo estética e funcional da genitalia
masculina. O prognéstico geralmente é bom e o
sucesso da cirurgia esta relacionado diretamente
com a familiaridade do profissional com a técnica
empregadas.

Algumas publicagdes tém demonstrado que
a prevaléncia da hipospadia praticamente dobrou
a partir da década de 70° porém, em prematu-
ros, esse numero atinge uma frequéncia 10 vezes
maiori®. Esse crescimento reforca a necessidade
de um estudo epidemioldgico pormenorizado dos
casos dessa malformacgao.

Diante do exposto, esta pesquisa teve como
objetivo avaliar a prevaléncia dos casos de hipos-
padia atendidos no Hospital Universitario Sao
Francisco na Providéncia de Deus de Braganca
Paulista/SP, de 2007 a 2017, relacionando os tipos
de hipospadia e as malformacdes associadas.

MATERIAL E METODOS

Foi realizado um levantamento de casos
de hipospadia atendidos entre 2007 e 2017 no
Hospital Sdo Francisco na Providéncia de Deus
da Universidade Sao Francisco (HUSF), Braganca
Paulista/SP, oriundos das cidades que compdem
a Regido Bragantina do estado de Sao Paulo
(Figura 1). Neste estudo retrospectivo, os tipos de
hipospadia foram relacionados com as malforma-
cOes associadas. Foram pesquisados os seguintes
dados nos prontuarios: tipo de hipospadia, idade
em que se realizou a primeira cirurgia, laudo de
exame ultrassonografico, etnia, local de nasci-
mento e malformacdo associada.

A prevaléncia da hipospadia foi calculada
considerando o numero total de nascidos vivos
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de ambos os sexos na Regidao Bragantina, recu-
perados do Sistema de Informacao Hospitalar do
DATASUS (SIH/SUS) no periodo estudado. Deve-
-se se salientar que o HUSF é o hospital de refe-
réncia da Regido Bragantina para intervencgdes
cirargicas pediatricas.

Os tipos de hipospadia, nimero de casos e as
alteragdes foram analisados estatisticamente utili-
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zando o teste de Qui-quadrado (x?), teste F (F-test)
e Kruskal-Wallis (KW) com intervalo de confianga
de 95% utilizando-se o programa estatistico Gra-
phPad Prism 6 (GraphPad Software, Inc, USA).

Esta pesquisa foi aprovada pelo Comité
de Etica em Pesquisa do Hospital S3o Fran-
cisco na Providéncia de Deus, Plataforma Brasil
n.© 2.684.581.
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Figura 1: Localizagdo da microrregido de Braganga Paulista no estado de Sdo Paulo e seus municipios integrantes.

(Fonte: Wikipedia).

RESULTADOS

A partir do acesso ao SIH/SUS, encontrou-se
o registro de 1401 atendimentos pediatricos (clini-
cos e cirlrgicos) no periodo entre 2007 e 2017. Des-
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tes, 45 foram correcGes de hipospadia realizadas no
HUSF, representando 3,2% dos procedimentos do
periodo estudado. Entre 2007 e 2017, o numero de
nascidos vivos foi de 63.681 na Regiao Bragantina,
com prevaléncia de hipospadia de 0,7/1000 nas-
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cidos vivos. Para este calculo foi excluido um caso
em que o paciente era oriundo de Monte Verde/MG.

No presente estudo, com relacdo a locali-
zacdo do meato hipospadico foram encontrados
29 casos de hipospadia distal (64,44%), seis casos
de hipospadia média (13,33%) e 10 casos de hipos-
padia proximal (22,22%) (F-test (2,8)=5,552;
P=0,003; x?=9,3117; P=0,009). Houve predomi-
nio da etnia branca, com registro de apenas um
caso de hipospadia em pardo, ndo havendo rela-
cdo na regido entre a etnia e o tipo de hipospadia.
Também ndo houve relagdo entre a etnia e a mal-
formacdo associada aos tipos de hipospadia.

Do total de casos, 62% apresentavam algum
tipo de malformacgdo associada, e alguns dos casos,
mais de uma malformacao estava presente (Tabela 1).

Evidenciou-se que nos casos de hipospa-
dia distal, as malformacdes mais simples como
hérnias umbilicais foram encontradas em 6,8%
(2 casos), hérnia inguinal 6,8% (2 casos), hér-
nia inguinal bilateral 6,8% (2 casos), estenose
de meato uretral 10,3% (3 casos), fimose 6,8%
(2 casos), sendo que nesses casos ndo havia
deformidade do prepucio, apenas o meato uretral
apresentou-se ventralizado (KW=3,322, P=0,19).

Ja em relacdo a hipospadia média, a mal-
formacdo mais comum associada foi a hidrocele,
com 33% (2 casos). Em especial importancia, o
estudo evidenciou um caso de malformacgao car-
diaca associado a esse tipo de hipospadia.

Contudo, na hipospadia proximal, encontrou-
-se um caso cuja malformagdo associada é uma sin-
drome genética que se caracteriza por presenca de
atraso de desenvolvimento neuropsicomotor, displa-
sia de quadril além de fenda labial e digito extranu-
merario. Este caso foi encaminhado para o Servigo
de Genética Clinica da Faculdade de Ciéncias Médi-
cas da Universidade Estadual de Campinas (SGM/
FCM/UNICAMP) e esta sob investigacdo médica.

No HUSF constatou-se que o maior niimero
de casos foi abordado de forma cirlrgica entre
o terceiro e o quarto ano de idade (KW=6,706;
P=0,022) (Tabela 2). Houve dois casos de pacien-
tes operados apds o oitavo ano de vida. No
tocante a técnica corretiva da hipospadia, obser-
vou-se que as técnicas de Mathiéu e MAGIP foram
as mais utilizadas para corregcao das hipospadias
distais. No caso das hipospadias proximais, foi
utilizada a técnica de Duckett.
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Tabela 1
Malformagdes associadas aos tipos de hipospadia.

Malformacdes Associadas Tipos de Hipospadia

Proximal  Média Distal

Hérnia Inguinal 1 4
Hérnia Umbilical 1 1 2
Estenose de Meato 1 1 3
Uretral
Criptorquidia 1 1
Hidrocele 2 1
Cisto de Prepucio 1
Ectopia Renal 1
Fimose 1
Refluxo Vesicoureteral 1 1
Malformacédo Cardiaca 1
Congénita
Sindromes Genéticas
Atraso de desenvolvi- 1
mento Neuropsicomotor
Digito extranumerario 1
Anquiloglossia 1
Fenda Labial
Displasia de quadril 1

Tabela 2

Numero de abordagens cirdrgicas para correcdo dos di-
ferentes tipos de hipospadia e idade a primeira cirurgia.

Idade a 12 cirurgia Classificacdo da Hipospadia

(em anos) Proximal Média Distal Total
0-2.0 0 0 1 1
3.0-4.0 5 1 12 18
5.0-6.0 3 1 7 11
7.0-8.0 1 0 2 3
Acima de 8 1 0 2 3
Total 10 2 24 36

Tabela 3

Local de origem dos pacientes, nimero de casos e habi-
tantes dos municipios da microrregido de Bragancga Paulis-
ta. *Monte Verde/MG ndo faz parte da microrregido, porém
apresentou um caso atendido no periodo entre 2007 e 2017.

Cidade Casos Populagdo
Braganga Paulista 22 164.163
Atibaia 7 139.683
Bom Jesus dos Perddes 4 24.023
Socorro 2 37.288
Nazaré Paulista 1 18.121
Pedra Bela 1 6.154
Joandpolis 3 12.947
Pinhalzinho 2 13.104
Tuiuti 2 6.689
Monte Verde/MG* 1 4,131
Total 45 426.303
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DISCUSSAO

O estudo epidemioldgico da hipospadia teve
seu inicio com Sgrensen (1953)'2, realizado na
Dinamarca entre 1910 e 1945, para elucidar as
causas da malformacao.

A hipospadia acomete de 4,4 a 8% dos
meninos nascidos vivos nos EUA, é a malforma-
¢do mais frequente da genitalia externa mascu-
lina, dado que mostra a importancia do conhe-
cimento da doenca para o médico generalista da
atencdo primaria, para o pediatra e ao cirurgido
pediatrico!*, No Canada, a incidéncia apresenta
uma variagdo ainda maior - de 0,4 a 8,2 casos
por 1000 meninos nascidos vivos!#15, Entretanto,
a prevaléncia encontrada no presente trabalho foi
préxima aos valores mais baixos para populagdes
europeias®. Tal fato pode ter sido influenciado pela
predominancia da etnia branca de origem euro-
peia na populagdo da Regido Bragantina. Mesmo
se apresentando mais comum em caucasianos,
intermedidria entre os afro-americanos e menos
comum nos hispanicos nos EUA', ndo se pode
considerar a etnia como fator de risco no Brasil
devido a miscigenagdo da sua populacdo. Neste
caso, deve existir parcimoOnia na interpretagdo da
prevaléncia de hipospadia encontrada na regido
Bragantina, impossibilitando generalizacdes para
a populacdao brasileira. Desta forma, corrobo-
rando com Paulozzi et al. (1997)¢, a variagao da
prevaléncia ocorre devido a diferencas geografi-
cas, genéticas e ambientais, além de diferentes
métodos para a coleta de dados.

Nos anos 1980 houve um aumento da inci-
déncia de casos na Europa e América do Norte.
Esse crescimento se deveu talvez ao aumento
do nimero de prematuros com baixo peso ou a
exposicao fetal a alimentos que contenham pro-
gesterona ou estrogénio!’. Alguns autores suge-
rem que uma dieta rica em alimentos que conte-
nham fitoestrogénio contribua para o aumento da
incidéncia de hipospadia!®,

No presente estudo, a maior parte dos
pacientes apresentava hipospadia distal, seguida
do tipo proximal e média. Os dados sdo seme-
Ihantes aos encontrados por De Almeida Moreira
(2017)?°, em estudo realizado no Servico de
Cirurgia Pediatrica da Universidade do Porto entre
2013 e 2016, no qual relatou 83,3% de casos de
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hipospadia distal, 9,5% de casos de hipospadia
média e 7,1% de casos de hipospadia proximal e
Kalfa et al. (2015)?!, que encontraram na regidao
de Montpellier, entre 2009-2014, 70% de casos
de hipospadia distal, 21,7% de casos de hipos-
padia média e 8,3% de casos de hipospadia pro-
ximal.

E de fundamental importancia a pesquisa
das anmalias associadas a hipospadia. O presente
estudo evidenciou malformagdes simples como hér-
nia umbilical, hérnia inguinal, hérnia inguinal bilate-
ral, estenose de meato uretral e fimose estdo mais
associados ao tipo distal de hipospadia. Martins
et al. (2013)* encontraram 8% (4 pacientes) que
apresentavam hérnia inguinal relacionada a hipos-
padia distal no Hospital Infantil Joana de Gusmao
(Florianépolis/SC) entre 2011 e 2013. Entretanto, a
literatura ndo justifica porque esses tipos de malfor-
magao estdo mais relacionados com a modalidade
distal de hipospadia. Segundo a literatura, a hérnia
inguinal e o criptorquidismo sdo as anomalias mais
comuns associadas com hipospadia*?324, Entre 8%
e 10% dos meninos com hipospadia tem criptorqui-
dismo, e de 9% a 15% apresentam hérnia inguinal
associada“. Pediatras e cirurgiGes pediatricos pre-
cisam suspeitar da possibilidade de disturbios do
desenvolvimento sexual em criangas com hipospa-
dia e criptorquidismo e que apresentem testiculos
ndo palpaveis. Destaca-se no presente estudo um
caso de hipospadia distal com presenca de anquilo-
glossia como malformacao associada.

Em estudo sobre hipospadia proximal, reali-
zado no Hospital Infantil da Faculdade de Medicina
de Hannover entre os anos de 1980 a 1995 com 48
criangas e adolescentes entre 1 e 18 anos, Albert
et al. (1997)** encontraram os seguintes distlrbios
do desenvolvimento sexual associados: Sindrome
de Drash com tumor de Wilms, hermafroditismo
verdadeiro, aberracdo cromossémica, deficiéncia
do hormoénio antimilleriano, disgenesia gonadal,
deficiéncia parcial da enzima 5-alfa redutase cau-
sada por mutagcdo, mutacdo no receptor de andro-
génio, malformacado cardiaca, atresia retal e dilata-
¢do do trato urinario. A importancia do diagndstico
destes disturbios do desenvolvimento sexual esta
ligada ao risco aumentado de neoplasia maligna
nas génadas com alteracdo genética. Estima-se
0 aumento de 25% na probabilidade de neopla-
sia gonadal em pacientes com cariotipo 45X25,
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A literatura também relata que anomalias do trato
urinario como obstrucdo da juncgdo ureteropélvica,
refluxo vesicoureteral, rim em ferradura, ectopia
renal e agenesia renal ocorrem em 5% dos casos
de hipospadia proximal®. A real incidéncia de
hipospadia grave ndo é sabida, pois a diferencia-
gdo entre hipospadia proximal e genitalia ambigua
é dificil de ser realizada®*. A presencga de chordee,
do latim chorda, refere-se a curvatura ventral do
pénis. Ela é causada pela atrofia do corpo espon-
joso e por fibrose da tunica albuginea. Tal carac-
teristica estd mais comumente associada a casos
de hipospadia proximalze.

No presente estudo, constatou-se um caso
de hipospadia em familiares (irmdo). Bauer et al.
(1979)?” acompanharam 177 criangas com hipos-
padia por cinco anos no Hospital Infantil da Facul-
dade de Medicina de Harvard e observaram que
em 25% dos casos havia outro membro da fami-
lia com hipospadia, além de 12% com trés mem-
bros da familia afetados. Segundo esse estudo,
14% dos irmdos apresentavam também alguma
modalidade de hipospadia, 9% dos pais, 3% dos
primos e 2,2% dos tios também apresentavam a
anormalidade. Ja Leung et al. (1985)28, em uma
série de 1314 casos de hipospadia, observaram
gue em 5,4% dos casos outro membro da familia
também apresentava a anomalia. O aumento da
incidéncia familiar de hipospadia se deve prova-
velmente a uma predisposicdo poligénicals. Em
geral, o risco de um segundo membro da familia
apresentar hipospadia aumenta com a gravidade
do caso inicial?®. A heranca de um gene domi-
nante talvez seja responsavel por um ndmero
pequeno de casos entre familiares. Page (1979)3°
relatou seis casos de hipospadia em trés ou mais
geragGes em uma mesma familia, sugerindo uma
heranga dominante mendeliana.

A maior parte dos casos de hipospadia do
HUSF foi abordada entre os trés e os quatro anos
de idade do paciente. Contudo, a idade ideal para
0 reparo cirirgico em uma crianca saudavel é de
aproximadamente seis a 12 meses de idade3!3?,
As vantagens para a cirurgia precoce incluem facil
pés-operatorio devido a menor necessidade de
analgesia, menor tempo de cateterismo urinario,
maior facilidade de higienizacdo, menos disturbios
emocionais no periodo pods-cirdrgico33. Mureau et
al. (1995)3¢ constataram que garotos que tiveram
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correcdo cirurgica precoce de hipospadia apre-
sentaram menos inibicdo sexual comparado com
garotos que foram operados com maior idade.

A conduta cirargica na hipospadia visa cor-
recdo estética e funcional da genitalia masculina.
O prepucio exuberante que cobre apenas a face
dorsal da glande deve ser corrigido para compen-
sar a falha ventral. Do ponto de vista funcional, a
topografia ectopica do meato uretral implica num
jato urinario ndo-direcionavel para frente. A prin-
cipal consequéncia desse fato € que as criancas
sdo obrigadas a urinar sentadas, sendo compreen-
sivel o problema psicolégico que isso acarreta. A
presenca de tecido fibroso na superficie do pénis
e a consequente curvatura peniana ventral congé-
nita representa outro aspecto funcional a ser corri-
gido*. No HUSF, o presente estudo constatou que a
principal técnica cirargica utilizada foi a de Mathiéu,
esta utilizada para correcdo de hipospadia distal.
Isto ocorre porque essa modalidade de hipospadia
apresenta maior incidéncia de casos no servico.

CONCLUSAO

Conclui-se que a prevaléncia de hipospadia
na populacdo Bragantina é baixa e que o tipo dis-
tal de hipospadia foi o mais comum no HUSF no
periodo entre 2007 e 2017, englobando a maior
parte das malformagdes associadas. Observou-
-se, ainda, que a idade a primeira cirurgia estava
em desacordo com o intervalo proposto para a
abordagem corretiva da hipospadia.
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