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Resumen

Objetivo: determinar la prevalencia de
anquiloglosia en neonatos del Hospital
Nostra Senyora de Meritxell del Principado
de Andorra, Europa, asi como la relacion
existente con datos auxologicos u otras
malformaciones o enfermedades asociadas.
Material y métodos: Se realizo un estudio
descriptivo, transversal, retrospectivo
poblacional de los recién nacidos durante
un periodo de 8 meses. Se estudiaron once
variables: presencia o no de anquiloglosia,
tipo de frenillo corto, talla, peso, perimetro
craneal, sexo, Rh y grupo sanguineo, edad
gestacional, malformaciones y patologias
neonatalesasociadas,deformaconfidencial
y andnima, correlacionandolas para ver
si existia alguna asociacion entre ellas.
Resultados: Un total de 306 recién nacidos
fueron incluidos en el estudio (52%
varones y 48% mujeres). La prevalencia

de anquiloglosia fue del 6,54% (n=20).
Del total de varones (159/306), el 8,125%
(n=13)  presentaban  anquiloglosia,
mientras que en mujeres (147/306), la
prevalencia fue del 4,79% (n=7), sin
encontrar diferencias estadisticamente
significativas respecto al sexo (p-valor
=0,24). Segun la clasificaciéon de
Coryllos, el tipo II fue el mas frecuente
(95% de los casos) y el 4,58% de los
lactantes con anquiloglosia exhibieron
patologia/malformaciéon. Conclusiones:
La prevalencia de anquiloglosia en
recién nacidos en Andorra, Europa, es
similar a la observada por otros autores
en investigaciones similares. No se
observd asociacion entre la presencia o no
anquiloglosia y las variables estudiadas.

Palabras clave: Anquiloglosia, lengua atada,
neonatos, problemas succidn, lactancia
materna, frenotomia.
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Prevaléncia de anquiloglossia em recém-nascidos e relagao
com dados auxolégicos do recém-nascido ou com outras
malformacgoes ou doengas associadas

Resumo

Objetivo: determinar a prevaléncia de
anquiloglossia em recém-nascidos do
Hospital Nostra Senyora de Meritxell do
Principado de Andorra, Europa, bem
como a relacao existente com dados
auxolodgicos ou outras malformagdes ou
doencas associadas. Material e métodos:
Foi realizado um estudo descritivo,
transversal e retrospectivo da populagao
de recém-nascidos durante um periodo de
8 meses. Onze variaveis foram estudadas:
presenca ou nao de anquiloglossia, tipo
de frénulo curto, altura, peso, perimetro
craniano, sexo, Rh e grupo sanguineo,
idade gestacional, malformacoes e
patologias neonatais associadas, de forma
confidencial e andnima, correlacionando-as
para ver se existia alguma associacao entre
eles. Resultados: Um total de 306 recém-
nascidos foram incluidos no estudo (52%

Original article

masculino e 48% feminino). A prevaléncia
de anquiloglossia foi de 6,54% (n=20). Do
total de homens (159/306), 8.125% (n=13)
apresentavam anquiloglossia, enquanto
nas mulheres (147/306) a prevaléncia foi
de 4,79% (n=7), sem encontrar diferencas
estatisticamente significantes em relagao
ao sexo (valor-p = 0,24). De acordo com
a classificagao de Coryllos, o tipo II foi o
mais frequente (95% dos casos) e 4,58% dos
lactente com anquiloglossia apresentaram
patologia / malformagao. Conclusdes:
A prevaléncia de anquiloglossia em
recém-nascidos em Andorra, Europa, é
semelhante a observada por outros autores
em investigacoes semelhantes. Nao foi
observada associacao entre a presenga ou
nao anquiloglossia e as variaveis estudadas.

Palavras-chave: Anquiloglossia, lingua
amarrada, neonatos, problemas de sucgao,
amamentacao, frenotomia.

Prevalence of ankyloglossia in neonates and relationship with
auxological data of the newborn or with other malformations
or associated diseases

Abstract

Aim: to determine the prevalence of
ankyloglossia in new-borns of the
Nostra Senyora de Meritxell Hospital in
the Principado de Andorra, Europe, as
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well as the existing relationship with
auxological data or other malformations
or associated diseases. Material and
methods: A descriptive, cross-sectional,
retrospective population study of 306
newborns was carried out over a period
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of 8 months. Eleven variables were
studied: presence or no of ankyloglossia,
type of short frenulum, height, weight,
cranial perimeter, sex, Rh and blood
group, gestational age, malformations
and associated neonatal pathologies,
confidentially and anonymously,
correlating them to see if there was any
association between them. Results: A
total of 306 new-borns were included in
the study (52% male and 48% female). The
prevalence of ankyloglossia was 6,54%
(n=20). Of the total of men (159/306),
8,125% (n=13) presented ankyloglossia,
while woman (147/306), the prevalence
was 4,79% (n=7), without finding

Introduccion

La prevalencia de anquiloglosia (AG) en
neonatos es variable en la literatura por
la falta de definicién uniforme al realizar
su diagnostico.! Esta anomalia puede
contribuir a dificultar la lactancia materna,
por lo que es importante estudiar factores
que puedan estar relacionados.>?

El frenillo lingual es una mucosa de tejido
blando que se extiende desde la superficie
ventral de la lengua, en la linea media,
hasta el suelo de la boca, asegurando
los movimientos de la lengua.? La
lengua atada o AG se describe como una
anomalia oral congénita caracterizada por
un frenillo lingual anormalmente corto
con fijacion anterior cerca de la punta de
la lengua. Esto produce una adhesion de
la lengua al suelo de la boca dando como
resultado trastornos del habla, anomalias
ortododncicas, dificultades con la lactancia,
falta de crecimiento, dafo en el pezdn
materno/senos, suministro deficiente de
leche, ingurgitacion mamaria y rechazo a
la lactancia materna.*®

statistically =~ significant  differences
regarding sex (p-value=0,24). According
to the Coryllos classification, type II was
the most frequent (95% of cases) and 4,58 %
of infants with ankyloglossia exhibited
pathology/malformation. Conclusions:
The prevalence of ankyloglossia in new-
borns in Andorra, Europe, is similar
to that observed by other authors in
similar research. No association was
observed between the presence or not of
ankyloglossia and the variables studied.

Key words: Ankyloglossia, tongue tie,
neonates, sucking problems, breast
feeding, frenotomy.

La prevalencia de AG en lactantes va
del 0,1% al 10,7% y es mas comun en el
sexo masculino en una proporcion de
1,5 a 2,6:1 respecto a las ninas, con altas
correlaciones familiares.>*”*® En la
mayoria de los casos, la AG se considera
un hallazgo aislado en nifios; sin embargo,
existe evidencia de que los componentes
genéticos podrian estar involucrados en
la herencia y manifestacion en la lengua."

Lalengua juega un papel muy importante
enlalactanciamaterna. Para quela funcion
de succién ocurra de forma natural se
requiere una coordinacion de los procesos
de succion, deglucidon y respiracion; en
todos estos sucesos interviene de manera
activa la lengua, siendo necesaria una
adecuada motricidad.’>” Asi pues, la
existencia de un frenillo lingual corto
en el recién nacido puede dar lugar a
dificultades para amamantar, como el
cierreineficaz, la transferenciainadecuada
delecheyeldolorenel pezén materno. Los
problemas se manifiestan rapidamente
después del nacimiento. Las dificultades
de cierre aparecen durante las primeras
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24 horas y el dolor en el pezon al segundo
dia.” La asociacion entre la dificultad de
amamantar y AGfuereportadayahacemads
de 500 anos. Para una correcta lactancia
materna, los movimientos de protrusion
lingual y peristalsis son necesarios. En
pacientes con frenillo lingual corto, no es
posible realizar la peristalsis por lo que
hay dificultades en el amamantamiento.

Actualmente, debido a que la lactancia
materna es ampliamente reconocida como
el método de alimentacion Optimo para
neonatos, la justificacién de la frenotomia
suma una nueva finalidad ademds de
mejorar los problemas del habla: facilitar
la lactancia materna.'*'

Hoy en dia los criterios clinicos
para diagnosticar la AG varian
significativamente en la literatura.
Diagnosticar alteraciones del frenillo
requiere un conocimiento profundo del
evaluador sobre la anatomia de la lengua
y los diferentes aspectos del frenillo y las
regiones adyacentes.'® Para diagnosticar la
AG es necesario la presencia de un signo
(frenillo corto) y un sintoma (dificultad
fonatoria, problemas ortoddnticos, etc.).

Prevalencia de anquiloglosia en neonatos y relacién con datos auxoldgicos
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La evaluacion en recién nacidos
generalmente comprende la observacion
visual de la existencia o no del frenillo corto,
realizando un examen intraoral completo.
La inspeccién de la lengua, palpacion y su
funciéon deben formar parte de la primera
visita odontoldgica. El odontopediatra
debe examinar el aspecto de la lengua,
la existencia o no de lateralizacion, la
elevacion, la extension y expansion de la
parte anterior de la lengua cuando el bebé
llora o trata de extender la lengua."”

Las clasificaciones del frenillo lingual
se utilizan para evaluar y caracterizar
la estructura en condiciones normales
y alteradas. Entre las mds aceptadas se
encuentra la herramienta de evaluaciéon
Hazelbaker (HATLFF), que fue disenada
para evaluar el amamantamiento en los
recién nacidos con AG y su severidad.” Por
otro lado, la escala LACH evalua la eficacia
de la lactancia materna e incluye en su
evaluacion a la madre y a su hijo."*"® Una de
las clasificaciones anatomicas del frenillo
lingual es la de Coryllos, que clasifica el
frenillo lingual dependiendo de la cercania
de éste del apice lingual, basandose en 4
tipos" (Figura 1).

Tipo | Tipo

Tipo lll Tipo IV

Frenillo finoy Frenillo finoy

Frenillo grueso El frenillo no se

elastico; la lengua
esta anclada
desde la punta
hasta el surco

elastico; la lengua
estd anclada
desde 2-4 mm

de punta hasta

y fibroso y no
elastico; la lengua
esta anclada
desde la mitad de

ve, se palpa, con
un anclaje fibroso
o submucoso
gruesoy brillante

alveolary se el cerca surco la lengua hasta el |desde la base de
observa en forma | alveolar. suelo de laboca. |lalengua hastael
de corazén. suelo de la boca.
& & € &€
Tipo | Tipo Il Tipo 1l Tipo IV
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Figura 1. Clasificacién anatémica del frenillo lingual utilizada en el presente estudio de investigacion.
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El diagnostico y manejo de la lengua atada
sigue siendo controvertido. Teniendo
en cuenta el beneficio que aporta la
lactancia materna para el recién nacido,
es importante que el profesional sanitario
aborde cualquier condicién que pueda
perjudicarla®; cobra importancia su
deteccion precoz realizando un analisis
exhaustivo para prevenir dificultades de
la alimentacion.

Por ello, el objetivo de este estudio fue
determinar la prevalencia de AG en
recién nacidos del Hospital Nostra Senyora
de Meritxell del Principado de Andorra,
Europa, asi como la relacion existente con
datos auxoldgicos u otras malformaciones
o enfermedades asociadas.

Material y métodos
Diserio del estudio y poblacion:

Se realizo6 un estudio descriptivo,
transversal, retrospectivo poblacional de
los recién nacidos en el Hospital Nostra
Senyora de Meritxell de Andorra, Europa,
durante un periodo de 8 meses.

Criterios de inclusion y exclusion:

Los criterios de inclusion fueron: pacientes
nacidos durante el periodo julio 2018 a
tebrero 2019 (ambos meses inclusive) y
de ambos sexos. Los criterios de exclusion
fueron: bebés que hubieran nacido en
otros centros médicos, aunque tras 24
horas acudieran al Hospital Nostra Senyora
de Meritxell de Andorra, los trasladados
por urgencia a centros de otros paises
tras nacer, asi como también los que
presentaban historias clinicas con falta de
informacion.

Procedimiento y andlisis estadistico:

El estudio se evalu6é y aprobd por el
Comité Etico de Investigacién Clinica
(CEIC) del Hospital Nostra Senyora de
Meritxell en 2019 y posteriormente, por el
Comité ético de Investigaciéon (CER) de
la Universitat Internacional de Catalunya
(UIC), Barcelona, Espana (TFG-2018/2019-
24).

Se realizd la recogida de informacion
de las historias clinicas de los pacientes,
de forma confidencial y andnima,
registrandose en una base de datos para
finalmente correlacionarlos y comprobar
la existencia, o no, de alguna asociaciéon
con los parametros estudiados.

Las variables recogidas para el estudio
fueron las siguientes: presencia o no de
anquiloglosia, tipo de frenillo segun la
clasificacion de Coryllos” (Figura 1),
talla, peso, perimetro craneal (PC), sexo,
Rh y grupo sanguineo, malformaciones
y patologias neonatales asociadas y edad
gestacional.

Para la tabulacién y anadlisis de los
datos se utilizo el programa estadistico
Statgraphics® Centurion XVI Version
16.0.07. Los resultados de las evaluaciones
se presentaron en forma de distribucién de
la frecuencia y porcentaje de las variables
estudiadas.

Las variables categoricas se analizaron
mediante la prueba Chi Cuadrado y las
numeéricas con la prueba de la t de Student.
En el momento que la distribucion de los
puntajes de alguno de los grupos no era
normal, se empled la prueba W de Mann
Whitney.
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Se considero estadisticamente significativo
un p-valor<(0,05 y que existia tendencia
estadisticamente significativa si el p-valor
estaba entre 0,05y 0,1.

Resultados

Un total de 306 recién nacidos (RN) en
el Hospital Nostra Senyora de Meritxell
de Andorra, Europa, fueron incluidos en
el estudio (52% varones y 48% mujeres).
El 6,54% de la muestra (n=20) fue
diagnosticada con anquiloglosia.

En relacion con la caracterizacion de la
muestra, 160 (52,29%) de los R.N. eran del
sexo masculino, de los cuales el 8,125%
(n=13) presentaron AG. Asi mismo, 146
bebés (47,71%) eran del sexo femenino,

Prevalencia de anquiloglosia en neonatos y relacién con datos auxoldgicos
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de los cuales el 4,79% (n=7) presentaron
AG. No se encontraron diferencias
estadisticamente significativas en relacion
con el sexo (p-valor = 0,24).

Segun la clasificacion anatomica de
Coryllos, la forma mas frecuente fue el tipo
II, presente en el 95% de los casos (n=19),
seguido del tipo I hallado en 1 recién
nacido (5%). Los tipos III y IV no fueron
observados en la muestra estudiada.

La distribucion seguin la presencia o no de
AG y patologia/malformacién neonatal,
edad gestacional (dias), peso al nacer (gr.),
grupo sanguineo ABO y RH, talla (cm) y
Perimetro Craneal (PC) (cm) se encuentran
descritas en la tabla 1.

El 23,5% de la muestra estudiada

Tabla 1: Distribucion seguin la presencia o no de anquiloglosia
y patologia/malformacion neonatal, edad gestacional (dias), grupo sanguineo ABO
y RH, talla (cm), Perimetro Craneal (PC) (cm) y peso al nacer (gr).
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(n=72) presentaba alguna patologia/
malformacion neonatal; de éstos, 6
recién nacidos fueron diagnosticados
con frenillo corto, no encontrando
diferencias estadisticamente significativas
respecto al recién nacido con alguna
patologia/malformacion y frenillo normal
(p-valor=0,48).

El estudio de la edad gestacional al
nacimiento tampoco reveld diferencias
estadisticamente significativas (p-valor=0,67)
entre los recién nacidos con anquiloglosia,
274,6 dias de gestacion de media, frente
a los 273,29 dias de gestacion entre los
neonatos sin frenillo corto.

Conrelacion a la variable grupo sanguineo
ABO y Rh de toda la muestra estudiada, el
grupomayoritario fue el A (49,6%;152/306)
y el Rh mas frecuente, el positivo (83%;
254/306). No se encontraron diferencias
significativas entre los diferentes grupos
sanguineos ABO (p=0,65), el Rh (p=0,32) y
el hecho de presentar o no anquiloglosia.

Respecto del estudio auxoldgico al
nacimiento, se valoré el peso, la talla y el
perimetro craneal. En ninguno de los tres
parametros estudiados se encontraron
diferencias estadisticamente significativas
al compararlas con el hecho de presentar
o no frenillo corto al nacer: peso (p=0,49),
talla (p=0,87), perimetro craneal (p=0,84).

Discusion

La prevalencia de anquiloglosia en
lactantes es variable en la literatura, 21
lo que refleja la falta de una definicion
coherente; las estimaciones varian del

4,2% al 10,7% en recién nacidos. La
prevalencia de anquiloglosia en este
grupo de estudio fue del 6,54%. Este valor
es similar al obtenido por otros autores.?**
Sin embargo, Gonzalez Jiménez et al.**
obtuvieron una prevalencia del 12% de
anquiloglosia en la poblacion general de
Asturias, un valor que es de 2 a 3 veces
mayor que el obtenido por Messner
y Lalakea®, quienes encontraron una
prevalencia del 4,8% y al de Ricke et al.,”
con una prevalencia del 4,2%. Este valor
tan alto del estudio asturiano, comparado
con lo publicado en otros estudios, se
debe a nacidos cuyas familias asistian
a un servicio especializado en lactancia
materna que se ocupaba de problemas
derivados de la misma.

Segian lo reportado en la literatura,
la anquiloglosia es mds comun en
hombres que en mujeres. Los estudios
realizados>'**?% en recién nacidos
documentan una prevalencia de 1,6 a 3
veces superior en varones que en mujeres.
En este estudio también fue observada
una ligera diferencia (no estadisticamente
significativa) entre mujeres y hombres en
los nifios con anquiloglosia, a favor de los
varones (8,125% de los nifios y 4,79% de las
ninas). Esto podria ser debido a un sesgo
de muestreo de nuestros pacientes, ya
que en este estudio y, teniendo en cuenta
la baja prevalencia de anquiloglosia,
la muestra estudiada es pequena. Asi
mismo, se cree que la mayoria de los
casos de anquiloglosia son esporadicos y
tienen una mayor predileccion masculina
que los casos familiares.”® Por ello, se
sospecha una etiologia genética.”'”* Sin
embargo, es dificil definir la herencia
de una condicion siendo su diagndstico
meramente retrospectivo.
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Uno de los principales problemas no
resueltos de la anquiloglosia es su
clasificacion y diagnodstico. En este estudio
existe una gran controversia debido a la
falta de una definicion y diagndstico
universalmente aceptaday alainexistencia
de consenso en cuanto a la relacion entre la
sintomatologia presentada por las madres
lactantes y el grado de anquiloglosia de
los bebés. La clasificacién de Coryllos®
permite identificar frenillos cortos de tipo
Iy IV, que pueden pasar desapercibidos a
simple vista, mediante palpacion.''* Para
el diagnostico de anquiloglosia en recién
nacidos es necesario combinar criterios
funcionales y anatomicos.”*

Haham et al.¥ no encontraron ninguna
correlacion estadistica entre el tipo de
frenillo lingual de Coryllos' y la presencia
o no de problemas con la lactancia. La
herramienta de evaluacién Hazelbaker'
para la funcion del frenillo lingual
(HATLFF) se ha desarrollado con el fin
de valorar cuantitativamente el frenillo
lingual y se recomienda para evaluar y
justificar la necesidad de realizar una
frenotomia.?**

En el presente estudio, los pediatras
del Hospital Nostra Senyora de Meritxell
de Andorra utilizaron la clasificacion
de Coryllos como medio y criterio
diagnostico, asociando la limitacion de
la movilidad lingual con dificultades
en la succion y el agarre al pecho. En el
estudio de Gonzalez Jiménez et al.** el tipo
II fue el mas frecuente (54%), siguiendo
la clasificacion de Coryllos. En este
estudio también fue el mads frecuente,
encontrandose en el 95% de los casos
diagnosticados con anquiloglosia.

Uno de los objetivos de la presente
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investigacion era valorar la relacion entre
presentar anquiloglosia y asociacidn, o no,
con alguna enfermedad o patologia. Los
resultados sugieren que no hay relacién
alguna. En la mayoria de los casos,** la
anquiloglosia se considera un hallazgo
aislado en ninos, no asociado a otra
anomalia o enfermedad congénita. Sin
embargo, algunos estudios™!*'%* observan
asociacion con el sindrome de paladar
hendido ligado a X, sindrome de Kindler,
sindrome de van der Wounde, y sindrome
de Opitz. Por otra parte, otros estudios>'**
mencionan que la mayoria de los casos
son esporadicos, pero las mutaciones
en el factor de transcripciéon TBX22 de
T-box pueden causar una anquiloglosia
hereditaria.'>'*%

En cuanto al resto de variables estudiadas
(edad gestacional, peso al nacer, grupo
sanguineo ABO y Rh, talla y perimetro
craneal) no se encontr6 ninguna asociacion
con la presencia o no de anquiloglosia en
los neonatos. Holkar RR et al.**, tampoco
encontraron diferencias estadisticamente
significativas entre la anquiloglosia y la
dificultad con la lactancia materna y otros
pardmetros como el sexo, la paridad, el
modo de parto o el orden de nacimiento.
Es probable que no se haya encontrado
evidencia que avale esto ya que el
crecimiento intrauterino es un proceso
complejo en el que intervienen muchos
factores.’ La expresion génica correcta de
factores de transcripcion y de crecimiento
tisulares estan determinados por la salud
del sistema maternofetoplacentario.* Por
ello, factoresexternosdeindolenutricional,
patogénico o infeccioso que afecten a
este complejo seran determinantes en el
desarrollo fetal, tanto funcional como
auxoldgico. Al estar la anquiloglosia
relacionada con factores de transcripcion y
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no con factores externos como si lo esta la
auxologia al nacimiento, es l6gico pensar
que sean variables independientes, sin
asociacion estadistica, como se desprende
de nuestro estudio. Respecto al sistema
ABO y Rh, la expresion de sus antigenos

Podria ser muy interesante poder tener
en cuenta el estudio de factores genético/
hereditarios involucrados, y determinar si
existe una relacién entre la presencia de
anquiloglosia y estos factores. Por ello, es
necesario seguir estudiando esta area.

si estd determinada genéticamente;
sin embargo, no fue hallada ninguna
asociacion con el hecho de presentar o no .
: : Conclusiones
anquiloglosia.
La prevalencia de anquiloglosia en recién
nacidos del Hospital Nostra Senyora de
Meritxell del Principado de Andorra fue del
6,54%, valor similar al encontrado por otros
investigadores en estudios semejantes.

Limitaciones de la investigacion:

Se incluy6 un nimero de muestra pequefio
(n=306) debido a que el indice de natalidad
en Andorra fue de 588 nacimientos en el No
ano 2017, tal y como aparece publicado
en la Web del Gobierno de Andorra.
Seria necesario ampliar el periodo
de estudio para poder asi obtener un
tamafio muestral mas amplio y valorar si
existen, o no, diferencias estadisticamente
significativas.

se encontraron diferencias
estadisticamente significativas con
relacion a la presencia o no de anquiloglosia
y el resto de las variables analizadas en el
presente estudio: tipo de frenillo segun
la clasificacion de Coryllos, talla, peso,
perimetro craneal, sexo, Rh y grupo
sanguineo, malformaciones y patologias
neonatales asociadas y edad gestacional.
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