Anquiloglossia em gestacdo multipla

RESUMO SIMPLES

Introducéo: quando ocorre o desenvolvimento simultaneo no Utero de dois ou
mais fetos, denomina-se gestacdo multipla e pode ser classificada quanto ao
namero de placentas (monocoridnica ou dicoridnica) e bolsas amniéticas
(monoamnidtica ou diamnidtica). Estudos com gémeos tém sido,
tradicionalmente, usados para compreender a influéncia das caracteristicas
epigenéticas na etiologia de anomalias. Dentre as possiveis anomalias,
podemos citar a anquiloglossia. Ha uma escassez de estudos relacionando
anquiloglossia e gestacdo gemelar, justificando a realizagdo deste estudo.
Objetivo: determinar a prevaléncia da anquiloglossia em gemelares
monocoridnicos diamnibticos e dicoridnicos diamnidticos e verificar a associagcado
entre os aspectos anatomofuncionais relacionados ao frénulo lingual com o tipo
de gestacdo. Métodos: estudo observacional transversal, realizado com
gemelares dicoridnicos/diamnidticos e monocoridénicos/diamnidticos. A coleta foi
realizada por meio da andlise dos prontuarios e dos resultados da Triagem
Neonatal do Protocolo de Avaliacdo do Frénulo da Lingua em Bebés, e
correspondeu ao periodo de 2 anos (2020-2022). Critérios de exclusao:
gemelares cujo par correspondente veio a 0bito; gestacées sem classificacdo ou
inconclusivas; gestacdes monocoribnicas/monoamnittica; preenchimento
incompleto ou auséncia da triagem neonatal em algum dos gemelares;
resultados duvidosos, bebés com anomalia craniofacial, sindrémica ou genética.
Utilizou-se o pacote estatistico IBM SPSS Statistics em sua versao 25.0, sendo
aplicado o teste Qui-quadrado, considerando-se o valor de significancia de 5%.
O estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa em Seres Humanos da
instituicdo recebendo parecer n° 5.183.474. Resultados: dos 332 prontuéarios
analisados, 130 foram excluidos. Foram analisados 52 pares de gemelares
dicoridnicos/diamniéticos e 49 pares monocoridnicos/diamnibticos. A
prevaléncia geral de anquiloglossia foi de 13,40% com maior prevaléncia para
monocoridnicos/diamnidticos, diferenca estatisticamente significante. Foi
encontrada relacdo significante entre 0s aspectos anatomofuncionais
relacionados ao frénulo lingual e o tipo de gestacdo gemelar. Concluséo:
gemelares monocoribnicos/diamniéticos apresentaram maior prevaléncia de
anquiloglossia e concordancia quanto aos aspectos anatomofuncionais
relacionados ao frénulo lingual.

RESUMO EXPANDIDO

Introducé&o: quando ocorre o desenvolvimento simultaneo no utero de dois ou
mais fetos, denomina-se gestacdo mudltiplal. As gestacdes multiplas
representam 3% de todos os nascimentos? e podem ser classificadas quanto ao
namero de placentas (monocoridnica ou dicoridnica) e bolsas amnioticas
(monoamnidtica ou diamni6tica). Na gestagéo Dicoridnica/Diamniotica (Di/Di)
cada feto tem sua prépria placenta e seu préprio @amnio, ndo sendo idénticos e
podendo apresentar sexos iguais ou discordantes. Na gestacdo
Monocoriénica/Diamnidtica (Mono/Di) os fetos compartilham uma Unica placenta



e cada gemelar tem seu amnio, sendo obrigatoriamente idénticos e do mesmo
sexo. E por fim, na gestacdo Monocoribnica/Monoamniética (Mono/Mono) os
fetos compartiham uma Unica placenta e um Unico amnio, sendo
obrigatoriamente idénticos e do mesmo sexo®. Estudos com gémeos tém sido,
tradicionalmente, usados para compreender a influéncia das caracteristicas
epigenéticas na etiologia de anomalias®. Dentre as possiveis anomalias,
podemos citar a anquiloglossia, definida como uma condicdo congénita que
ocorre quando tecidos embriolégicos remanescentes, que ndo sofreram
apoptose durante o desenvolvimento embrionario, restringem os movimentos da
lingua®. Essa anomalia tem um traco hereditario autossémico dominante com
penetrancia incompleta®®, entretanto, hd uma escassez de estudos relacionando
anquiloglossia e gestacdo gemelar, justificando a realizacdo deste estudo.
Objetivo: determinar a prevaléncia da anquiloglossia em gemelares
monocoridnicos diamnidticos e dicoridnicos diamnibticos e verificar a associacéo
entre os aspectos anatomofuncionais relacionados ao frénulo lingual com o tipo
de gestacdo. Métodos: estudo observacional transversal, realizado com
gemelares Di/Di e Mono/Di. A coleta foi realizada por meio da analise dos
prontudrios e dos resultados obtidos por meio da aplicacdo da Triagem Neonatal
do Protocolo de Avaliagdo do Frénulo da Lingua em Bebés, no periodo de janeiro
de 2020 a janeiro de 2022. Como critérios de exclusdo foram considerados:
gemelares cujo par correspondente veio a 6bito no nascimento ou durante o
periodo de internacdo hospitalar; gestacdes sem classificacdo ou inconclusivas
quanto ao tipo da corionicidade e amnionicidade; gestacles
monocoridnicas/monoamniodtica (devido a baixa incidéncia); preenchimento
incompleto ou auséncia da triagem neonatal no prontuério; auséncia da triagem
neonatal em algum dos gemelares; resultados duvidosos da triagem (escores
entre 5 e 6), bem como bebés que apresentavam alguma anomalia craniofacial,
sindrdmica ou genética. Para as classificacdes das gestacdes gemelares foram
considerados o laudo da ultrassonografia obstétrica, assim como a confirmacéo
na descricdo do parto presente no prontuario. As gestacdes foram classificadas
como: Mono/Di e Di/Di. Neste estudo todos os recém-nascidos foram avaliados
por meio da Triagem Neonatal do Protocolo de Avaliacdo do Frénulo da Lingua
em Bebés®. A triagem é composta por sete itens que avaliam os aspectos
anatomofuncionais relacionados ao frénulo lingual, sendo eles: postura dos
labios em repouso; tendéncia do posicionamento da lingua durante o choro;
forma da ponta da lingua quando elevada durante o choro ou manobra de
elevacao; possibilidade de visualizacdo do frénulo da lingua; espessura do
frénulo, bem como sua fixacdo na face sublingual (ventral) da lingua e no
assoalho da boca. Cada subitem possui escores em que o somatério ao final
possibilita o fechamento do diagndstico de anquiloglossia. Quando a soma dos
itens avaliados for igual ou menor a 4, considera-se normal; entre 5 e 6,
duvidoso, com necessidade de reavaliacdo quando o bebé completar 30 dias de
vida, e 7 ou mais é considerado alterado, mostrando que o frénulo lingual
restringe os movimentos da lingua. Para analise dos dados utilizou-se o pacote
estatistico IBM SPSS Statistics (Statistical Package for the Social Sciences) em
sua verséao 25.0, sendo aplicado o teste Qui-quadrado, considerando-se o valor
de significancia de 5%. O estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa
em Seres Humanos da instituicdo recebendo parecer n®5.183.474. Resultados:
dos 332 prontuarios analisados, 130 foram excluidos ap0s aplicacao dos critérios
de excluséo (6 pares sem classificacdo e/ou inconclusivos quanto ao tipo da



corionicidade e amnionicidade, 1 par veio a 6bito, em 7 pares um dos gemelares
veio a Obito, em 14 pares um dos gemelares estava sem triagem, 32 pares
ambos estavam sem triagem, em 2 pares um dos gemelares tinha resultado
duvidoso e 3 pares tinham classificacdo mono/mono). Assim, neste estudo foram
analisados 202 prontuarios referentes a 101 pares de recém-nascidos
gemelares, dos quais 52 pares eram Di/Di (n=104) e 49 pares Mono/Di (n=98).
A prevaléncia geral de anquiloglossia neste estudo foi de 13,40%
independentemente do tipo de gestacdo. Houve diferenca estatisticamente
significante quando comparada a presencga ou auséncia da anquiloglossia em
gemelares Mono/Di e Di/Di (p = 0,001), com maior prevaléncia dessa anomalia
em gemelares Mono/Di (21,40%). Quando comparados os gemelares Mono/Di,
houve uma maior concordancia dos aspectos relacionados ao frénulo lingual
(61,2%). Por outro lado, na comparagao entre os gemelares Di/Di houve maior
discordancia (53,8%) desses aspectos, demonstrando uma associacao
estatisticamente significante (p=0,032). Discussdo: no Brasil, ndo héa
estimativas oficiais sobre a taxa de natalidade de gémeos, embora um estudo
realizado em 75 paises, incluindo paises da América Latina?, estimou uma taxa
de 9 gemelares para cada 1000 nascimentos. Em contrapartida, outro estudo
realizado na cidade de Sdo Paulo encontrou uma taxa média geral de
nascimentos gemelares de 11,96%, porém essas taxas de geminacdo nao
correspondem a realidade nacional'l. Os estudos envolvendo gemelares sédo
relevantes para mapear a importancia do papel da genética na presenca de
anomalias, bem como, para determinar a prevaléncia dessas anomalias de
origem genética em individuos que compartilham os mesmos genes'?. Nas
bases de dados pesquisadas, nao foram encontrados estudos sobre
anquiloglossia em gemelares, o que comprova o ineditismo deste estudo. Uma
pesquisa realizada na Nigéria®® avaliou 33.659 recém-nascidos dos quais 1.453
eram gemelares, e relatou que a ocorréncia de anquiloglossia foi a anomalia
mais comum relacionada a defeitos do sistema gastrointestinal nos gémeos do
estudo. Porém, as caracteristicas anatomofuncionais relacionadas ao frénulo
lingual, bem como a classificagéo quanto ao tipo de gestacdo gemelar ndo foram
descritas. A prevaléncia geral da anquiloglossia nesta pesquisa foi de 13,40%,
sendo encontrado mais casos em gemelares Mono/Di (21,40%). A prevaléncia
da anomalia em recém-nascidos de gestacao Unica ja € bem descrita em estudos
nacionais'*® e internacionais'’-?!, com variacdo entre 7,1% e 22,54%
corroborando o percentual encontrado nesta pesquisa. A literatura refere que
gémeos monocoridnicos apresentam maiores riscos de desenvolverem
anomalias congénitas e/ou estruturais, incluindo os sistemas nervoso e urinario,
seguido do musculoesquelético e do circulatério. Pesquisas apontam a possivel
associacdo do gene T-box transcription factor 22 (TBX22)?22% e SRY (sex
determining region Y)-box 2 (Sox2)?* com a anquiloglossia, sendo considerada
uma anomalia de origem cromossémica; portanto, deveria se expressar em
ambos os gemelares devido a monozigosidade. Entretanto, os resultados
encontrados nesse estudo diferem das discussfes apresentadas em outras
pesquisas, que relatam discordancias entre gémeos monocoridnicos?>26, A
causa dessas diferencas fenotipicas entre gémeos monozigdticos é
desconhecida, sendo atribuidas a fatores ambientais indefinidos?’. A
semelhanca da anatomia da lingua em gemelares ja foi descrita em um estudo??
que comparou as caracteristicas anatdbmicas da lingua em gemelares
monozigoticos e dizigdticos, a fim de determinar se as linguas, como qualquer



outra estrutura anatémica, poderiam ser usadas para prever, de forma confiavel,
o parentesco. Como metodologia foi realizado o pareamento de fotografias da
lingua dos participantes. Os autores relataram que gémeos monozigoticos
apresentam alta semelhanca na morfologia da lingua quando comparados com
0s gémeos dizigoticos, embora os aspectos relacionados ao frénulo lingual ndo
tenham sido considerados. Como limitagdes deste estudo, podemos citar a falta
da cariotipagem dos participantes, de maneira a confirmar a zigosidade para a
diferenciacdo dos gémeos monozigoticos e dizigoéticos. Conclusao: este estudo
mostrou que gemelares monocoribnicos/diamnidticos apresentam maior
prevaléncia de anquiloglossia, apresentando concordancia entre os aspectos
anatomofuncionais relacionados ao frénulo lingual.
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