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RESUMEN

Antecedentes: La evidencia reciente ha subrayado el papel de un frenillo lingual corto en la
patogénesis de los trastornos respiratorios del suefio (TRS) en la infancia. La disfuncion oral
inducida por un frenillo corto podria promover un dismorfismo orofacial, reduciendo el lumen de la
via respiratoria superior y aumentando el riesgo de que esta colapse durante el suefio. El objetivo de
este estudio fue evaluar la presencia de un frenillo lingual corto como factor de riesgo para los TRS
en nifios en edad escolar, con y sin ronquidos, seleccionados de la comunidad.

Métodos: Se seleccionaron a nifios de entre 6 y 14 afios de edad de una escuela de Roma. A todos
los participantes se les rellend el registro clinico del suefio (RCS) y se les realizaron una evaluacion
ortodoncica y una medicion del frenillo lingual. También se evalud en todos ellos la fuerza y la
resistencia de la lengua mediante el instrumento de rendimiento oral de lowa (IOPI). E1 TRS se
definié mediante un RCS positivo (>6,5).

Resultados: Valoramos a 504 nifios con una media de edad de 9,6 + 2,3 afios, y en 114 de ellos
(22,6%) se identifico un frenillo lingual corto. Los nifios con frenillo lingual corto tenian un riesgo
significativamente mayor de tener un RCS positivo en comparacion con aquellos que tenian un
frenillo de longitud normal (razén de momios = 2,980, intervalo de confianza del
95% = 1,260-6,997). No se encontraron diferencias en la fuerza o la resistencia de la lengua en
participantes con un RCS positivo o negativo.

Conclusion: El frenillo lingual corto es un factor de riesgo para los TRS. Un enfoque
multidisciplinar precoz y el cribado de los TRS estan indicados cuando se reconoce esta anomalia

anatomica.



1. Introduccion

Los trastornos respiratorios del suefio (TRS) obstructivos se asocian con una mayor
resistencia de la via respiratoria superior y una colapsabilidad faringea anormal, que provocan
una obstruccion parcial o total de la via respiratoria superior durante el suefio [1,2]. Los
depositos de tejido adiposo en las paredes de la via respiratoria superior, una hipertrofia de
dichas estructuras debida a tejido no adiposo, y ciertas caracteristicas craneofaciales, en
combinacion con factores genéticos y ambientales, pueden contribuir a la restriccion del
espacio retropalatal y retrogloso [3—5].

Varios autores han descrito asociaciones entre maloclusiones y desérdenes funcionales de la
cavidad oral y los musculos adyacentes [6]. Un desarrollo mandibular anormal y una maloclusion
pueden influir en la funcion respiratoria, reduciendo el tamafio de la via respiratoria superior
[7,8].

Los nifios que roncan de manera habitual y sufren de TRS a menudo tienen un crecimiento
mandibular retrasado, lo que provoca una retroposicion mandibular y un desplazamiento
posterior de la lengua [9—11].

Un tratamiento de ortodoncia puede mejorar la alineacion de los dientes y del maxilar y la
mandibula, lo que facilita la ampliacion de la via respiratoria superior y la resolucion del
TRS [8,12].

La anquiloglosia, una reduccion de la porcion de lengua libre, es una condicion anatémica
caracterizada por la restriccion del movimiento lingual, lo que afecta a su funcion y a la forma
de los arcos dentales, y en consecuencia, a su oclusion [13]. Durante la embriogénesis de la
lengua, las células del frenillo lingual pasan por el proceso de apoptosis y migran en forma distal
a la region media del dorso lingual. La anquiloglosia se debe a la falta total o parcial de la
migracion de dichas células, lo que provoca un frenillo lingual corto. En un informe reciente,
Guilleminault et al investigaron de manera retrospectiva a 150 nifios consecutivos con sindrome

de apnea obstructiva del suefio (SAOS), 63 de los cuales tenian un frenillo lingual corto, segun



se observo; y se concluyd que hay una asociacion entre no tratar un frenillo lingual tras el
nacimiento y la aparicion del SAOS en una edad posterior [1]. Un segundo articulo del mismo
grupo de trabajo informé de 150 nifios consecutivos estudiados al mismo tiempo que la
investigacion anterior sobre el SAOS, y se hall6 que el 42% de estos niflos tenia un frenillo corto
que siempre iba asociado con un desarrollo anormal de la cavidad oral en los primeros afios de
vida [14]. Por tanto, el objetivo de este estudio fue evaluar la presencia de un frenillo lingual
corto como factor de riesgo para los TRS en nifios en edad escolar, con y sin ronquidos,

seleccionados de la comunidad.

2. Pacientes y métodos
2.1. Participantes

La Junta de revision institucional de la Universidad de La Sapienza aprobo el estudio y se
solicitd el consentimiento informado por escrito a los padres de los nifios. Se seleccionaron de
manera prospectiva a nifios de entre 6 y 14 afios de edad de una escuela de Roma. Los criterios
de exclusion fueron los siguientes: un historial positivo de enfermedad cardiorrespiratoria o
neuromuscular aguda o croénica; enfermedad inflamatoria crénica; anomalias craneofaciales

importantes; sindromes cromosémicos; y epilepsia.

2.2. Evaluacion de TRS

Para cada participante, se obtuvo el historial médico y se realiz6 un examen fisico en busca
de sintomas y signos relacionados con TRS, y se rellend el registro clinico del suefio (RCS). Los
detalles del RCS, una herramienta clinica para detectar nifios con alto riesgo de TRS, se han
descrito en otros sitios [15]. En pocas palabras, se calcula la puntuacion del RCS después de
considerar las siguientes variables: anomalias en la nariz, oclusién orofaringea, dental y
craneofacial; indice SAOS de Brouillette [16]; y la presencia de sintomas de déficit de atencion e

hiperactividad. Una puntuacion RCS total >6,5 se considera positiva y estd asociada a un riesgo



alto de SAOS, definido como un indice de apnea—hipopnea obstructiva (IAH) >1 episodio/h [15].

Mas especificamente, la maloclusion dental/esquelética incluye una desviacion de la
mandibula respecto a la oclusiéon normal, como retrognatia, prognatismo, mordida abierta,
profunda y cruzada, y sobremordida vertical y horizontal. Un valor de sobremordida horizontal
>4,0 mm se consideré aumentada, y la sobremordida vertical normal se determiné como la
cobertura de un tercio de los incisivos inferiores por parte de los superiores. El término "mordida
abierta" se utilizd en casos en los que no habia superposicion vertical ni contacto entre los
incisivos anteriores cuando la mandibula estaba cerrada. La mordida cruzada hacia referencia a
la bucoversion de los dientes mandibulares respecto a los maxilares. Un paladar ojival se definio
como una curvatura anormalmente pronunciada hacia arriba a lo largo de la linea central palatina.

La gravedad de la desviacion del tabique nasal se clasifico en 3 categorias. En el grado I, el
tabique desviado no llegaba al cornete nasal inferior; en el grado II, el tabique desviado llegaba
al cornete nasal inferior; y en el grado III, el tabique desviado llegaba a la pared lateral y
comprimia el cornete nasal inferior. En el RCS, la presencia de las anomalias indicadas

anteriormente se puntuaba bien con 2 puntos (signo positivo), bien con 0 puntos (signo negativo).

2.3. Evaluacion de la fuerza y la resistencia de la lengua

Para caracterizar el frenillo de un participante como de longitud normal, medimos la
longitud de la lengua libre [ 17]. Kotlow definio la longitud de la lengua libre como la distancia
entre la insercion del frenillo lingual en la base de la lengua y la punta de la lengua. El frenillo
se considera corto si la longitud de lengua libre es <16 mm [17].

Las caracteristicas de la lengua también pueden influir en el riesgo de SAOS, y se evaluaron
mediante el instrumento de rendimiento oral de ITowa (IOPI; IOPI Medical) [18]. E1 IOPI mide
de manera objetiva la fuerza y la resistencia de la lengua [18]. La fuerza de la lengua se expresa
como la presion maxima (en kPa) que se ejerce cuando un individuo empuja con la lengua un

balon lingual desechable contra el techo de la boca. El procedimiento estdndar y los valores de



referencia segin la edad ya habian sido validados por Potter et al [19]. La presion maxima de la
lengua se midid por triplicado; cada esfuerzo se mantuvo durante aproximadamente 1 segundo,
y se dejé un periodo de descanso de 1 minuto entre cada medicion. Para medir la resistencia se
pidio a los participantes que mantuvieran el 50% de la presion maxima durante el maximo tiempo

posible, y la duracioén de la medicion de resistencia se expresé en segundos.

2.4. Analisis estadistico

El RCS positivo fue la medida del resultado primario, y el frenillo lingual corto fue la
principal variable explicativa. Se compard a los nifios con y sin un RCS positivo en términos de
longitud del frenillo lingual, frecuencia de frenillo lingual corto y otras variables que podrian
influir en el riesgo de SAOS y que no se incluyen en el RCS, en concreto edad, sexo, desviacion
estandar del indice de masa corporal, obesidad, fuerza y resistencia de la lengua. Para evaluar la
asociacion entre frenillo lingual corto y riesgo de SAOS, se realiz6é una regresion logistica
multivariante para calcular la razéon de momios y un intervalo de confianza del 95% para la
presencia de un RCS positivo en niflos con frenillo lingual corto frente a los que no lo tenian,
después de realizar los ajustes correspondientes por edad, sexo, fuerza de la lengua y presencia
de obesidad.

Se probo la normalidad en todas las variables. Por consiguiente, las variables se expresan
como nimero y porcentaje (%) para las variables categoricas, media = desviacion estandar (SD)
para variables continuas de distribuciéon normal, y mediana y rango intercuartil (percentiles
25—75) para variables continuas de distribucion no normal. Se aplico una prueba y* o prueba
exacta de Fisher para las comparaciones de variables categoricas, y la prueba ¢ para muestras
independientes o la prueba de la U de Mann—Whitney para comparaciones de variables continuas
segun la distribucién normal de los datos. Todas las pruebas fueron bilaterales, y se considero
significativo un valor P <0,05. Para todos los analisis se utiliz el paquete PASW Statistics de

SPSS para Windows, version 23.0) (SPSS Inc, Chicago, IL).



3. Resultados

3.1. Caracteristicas de los participantes

Inicialmente se seleccion6 a un total de 532 nifios; de estos, no se evalu6 a 28 nifios ya que
cumplian con uno o mas de los criterios de exclusion. Por tanto, se evaluaron 504 nifios con una
media de edad de 9,6 (+ 2,3) afios, el 11,7% de los cuales eran obesos. De los 504 nifios, 42
(8,3%) presentaban un alto riesgo de SAOS, segun lo indicado por una puntuacion del RCS >6,5.
Las anomalias que posiblemente contribuyen a la obstruccion de la via respiratoria superior en
nifios con y sin un RCS positivo se presentan en las Tablas 1 y 2.

Los nifios con un RCS positivo tenian una mayor prevalencia de maloclusion, desviacion del
tabique nasal, paladar ojival, respiracion bucal, hipertrofia adenoamigdalar y frenillo lingual
corto que los nifios con un RCS negativo (Tablas 1 y 2). No se identificaron diferencias en edad,

distribucion por sexo, obesidad y mediciones del IOPI en los 2 grupos de participantes.

3.2. Riesgo de RCS positivo en nifios con frenillo lingual corto

Se detectd un frenillo lingual corto en 114 nifios (22,6%). Los nifios con un frenillo lingual
corto tenian un riesgo significativamente mayor de un RCS positivo en comparacion con aquellos
que tenian un frenillo lingual de longitud normal, cuando se consideraban los demas factores que

podian influir en el riesgo de SAOS (edad, sexo, fuerza de la lengua, obesidad) (Tabla 3).

4. Discusion

Se ha demostrado la asociacion entre un frenillo lingual corto y un mayor riesgo de TRS segin
lo expresado por un RCS positivo en una poblacion de edad escolar, después de considerar el
efecto de otros factores de desviacion, como edad y obesidad. El presente es un estudio

epidemioldgico basado en poblacion que ha evaluado la prevalencia y los factores de riesgo de



los TRS en nifios, y el papel potencial de un frenillo lingual corto en la patogénesis de la

obstruccion nocturna de la via respiratoria superior fue una de las hipotesis probadas del estudio.

Un frenillo lingual corto modifica la posicion de la lengua e impide el desarrollo orofacial,
especialmente en los primeros afios de vida. Mds especificamente, se ha asociado con dificultades
en la succion, la deglucion y el habla [20,21]. La evidencia reciente indica que un frenillo lingual
corto podria provocar dismorfismo orofacial. Se ha demostrado que los cambios orofaciales
provocan respiracion bucal, debido a la modificacion de la posicion de la lengua, y anomalias
ortodoncicas secundarias como una mordida cruzada anterior y posterior, un crecimiento
desproporcionado de la mandibula y un crecimiento anormal del maxilar. Todos estos cambios
anatomicos afectan al tamafio de la via respiratoria superior y aumentan el riesgo de colapso
faringeo durante el suefio [1,22].

Los factores genéticos y la disposicion de los tejidos blandos en la regién orofacial se han
sugerido como factores etiologicos de la maloclusion [23]. La funcion primaria del frenillo lingual
es mantener un equilibrio entre los huesos en crecimiento y la musculatura de la lengua y los
labios durante el desarrollo fetal, asi como limitar el movimiento de los tejidos musculares, como
los labios, la lengua y las mejillas [24]. El crecimiento de los tejidos blandos influye
considerablemente en el crecimiento de los tejidos duros [24,25]. La lengua es un componente
tan importante del tejido blando que puede afectar al crecimiento del maxilar y la mandibula
[24,26]. El equilibrio entre la lengua y los musculos buccinadores es responsable del desarrollo
de la anchura normal de los arcos maxilar y mandibular [27]. El tamafio, la posicion, la estructura
y el funcionamiento de la lengua también tienen un papel potencial en la etiologia de la
maloclusion [24].

Algunos investigadores han informado de la relacion entre la maloclusién y un frenillo
lingual corto [24—28]. Defabianis et al propusieron que la anquiloglosia limita el movimiento de
elevacion de la lengua, lo que impide la formacién del sello labial durante la deglucion y causa

la interposicion lingual y la mordida abierta [28]. Ademas, el movimiento de elevacion de la



lengua es necesario para conseguir la anchura normal del paladar duro. La incapacidad de subir
la lengua provoca la actividad ilimitada de los musculos buccinadores y la constriccion del arco
maxilar, una anchura intercanina e intermolar reducida en el maxilar, y una anchura intercanina
reducida en la mandibula [24,28]. Defabianis et al demostraron que la constriccion del arco
maxilar, la protrusion maxilar, el apifiamiento y la mordida abierta eran mas comunes en
individuos con un frenillo lingual corto que la mordida profunda y el espaciamiento dental
[23,28].

Una mayor resistencia nasal y la respiracion bucal en nifios con TRS provoca una posicion
anormal de la lengua en reposo y durante el suefio, lo que a su vez reduce el movimiento de la
lengua y probablemente induce a una hipotonia lingual [14,18]. Estos factores se asocian con
maloclusion esquelética, y cuando la lengua no estéd en la posicion normal (es decir, en contacto
con los incisivos superiores y el paladar duro) sino que descansa sobre el suelo de la boca, se
reduce su efecto modelador en la cavidad oral con cada deglucion [25,29-32].

En un estudio anterior, demostramos que los nifios con TRS tenian una menor fuerza
lingual, segtin la medicion del IOPI, que los nifios sanos, un hallazgo que no se ha reproducido
en el presente estudio [18]. Por lo tanto, la medicion de la fuerza de la lengua no nos aporté
informacion adicional sobre el papel patofisioldgico de un frenillo lingual corto. Sin embargo,
en el estudio anterior, el diagnostico de los TRS se basé en un método distinto, la
polisomnografia.

Ademas del método de Kotlow para identificar un frenillo lingual corto, se han descrito otras
herramientas. La herramienta de evaluacion de Hazelbaker para la funcion del frenillo lingual se
utilizé para los nifios pequefios, y Marchesan et al informaron de la relacion entre la apertura
interincisal méxima de la boca y el movimiento de la punta de la lengua hacia la papila incisal
[33—36]. Yoon et al validaron las herramientas anteriores en una cohorte grande que incluia

participantes de 6 a 70 afios de edad [37].



5. Conclusiones

En conclusion, en el presente estudio se ha demostrado una asociacion entre un frenillo
lingual corto y un TRS, segun lo expresado por un RCS positivo. Es necesario instaurar un
enfoque multidisciplinar para permitir la deteccion temprana y un tratamiento oportuno de los

cambios craneofaciales y, potencialmente, prevenir los TRS.



Tabla 1.

Anomalias que contribuyen a una obstruccion de la via respiratoria superior y estan incluidas
en el registro clinico del suefio (RCS).

RCS negativo RCS positivo P
(n=462) (n=42)
Maloclusion 207 (44,8%) 37 (88,1%) <0,001
Desviacion del | 35 (7,5%) 10 (23,8%) <0,001
tabique nasal
Paladar ojival | 230 (49,7%) 40 (95,2%) <0,001
Respiracion 47 (10,2%) 26 (61,9%) <0,001
bucal
Hipertrofia 79 (17,1%) 18 (42,8%) <0,001
adenoamigdalar




Tabla 2.

Caracteristicas adicionales que potencialmente influyen en el riesgo de trastornos respiratorios
del suefio y que no estan incluidas en el registro clinico del suefio (RCS).

RCS negativo RCS positivo P

(n=462) (n=42)
Edad, afios 10,1 +£2,0 10,2+ 3,1 NS
Sexo, masculino (%) 199 (43,0%) 23 (54,7%) NS
Percentil de IMC 67,4 +£32,5 61,1 +35,5 NS
Obesidad, % 64 (13,9) 8 (18,1) NS
Fuerza de la lengua, KPa 46,4+ 13,5 449 + 12,8 NS
Resistencia de la lengua, seg| 14,5 £ 6,6 15,2 £8,2 NS
Longitud del frenillo,* mm 18,5+4,4 18,6 £4.,0 NS
Frenillo lingual corto (%) 96 (20,8%) 18 (42,8%) <0,002

IMC, indice de masa corporal; NS, no significativo.
#Medicion de Kotlow.



Tabla 3.

Modelo de regresion logistica multivariante que evalia la asociacion entre un frenillo
lingual corto y el riesgo de trastorno respiratorio del suefio (registro clinico del suefio
positivo) después de realizar los ajustes correspondientes por edad, sexo, fuerza de la
lengua y presencia de obesidad.

Variable dependiente:| g EE P Razon de | Intervalo de confianza del

registro clinico del . 95%

suefio positivo momios . :

Inferior Superior

Sexo -0,620 0,438 | 0,157 0,538 0,228 1,268
Edad -0,023 0,112 | 0,834 0,977 0,784 1,216
Obesidad 0,092 0,601 | 0,878 1,097 0,338 3,559
Fuerza mediade la | -0,009 0,018 | 0,625 0,991 0,957 1,027
lengua (medida
por 10PI)
Frenillo lingual 1,092 0,436 | 0,012 2,980 1,269 6,997
corto
Constante -1,887 0,956 | 0,049 0,152

IOPI, Instrumento de rendimiento oral de Iowa; EE, error estandar.



Aspectos destacados

La evidencia reciente ha centrado la atencion en la presencia de un frenillo lingual
corto en nifios con trastornos respiratorios del suefio (TRS).

En el presente estudio se ha demostrado una asociacion entre un frenillo lingual
corto y un TRS, seglin lo expresado por un registro clinico del suefio positivo.

Es necesario instaurar un enfoque multidisciplinar para permitir la deteccion
temprana y un tratamiento oportuno de los cambios craneofaciales y,

potencialmente, prevenir los TRS.



