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PALABRAS CLAVE Resumen

Anquiloglosia; Introduccion: La prevalencia de anquiloglosia ha sido estimada alrededor del 4% de los recién
Frenillo lingual corto; nacidos vivos. Se desconoce la situacion a nivel nacional.

Lactancia materna Material y métodos: Estudio multicéntrico, observacional, prospectivo en el que participaron

6 hospitales asturianos. Durante 3 meses se explord a todos los recién nacidos los dias domingo,

martes y jueves. Para el diagnostico de anquiloglosia se utilizaron los criterios de Coryllos y

Hazelbaker.

Resultados: Se exploro a 667 recién nacidos. La prevalencia de anquiloglosia fue del 12,11% (IC

95%: 9,58-14,64). EL 62% eran varones. Uno de cada 4 nifos con anquiloglosia tenia anteceden-

tes familiares de frenillo lingual corto. Segln la clasificacion de Coryllos el tipo i fue el mas

frecuente (54%).

Conclusiones: La prevalencia de anquiloglosia en Asturias fue 2 o 3 veces superior a la esperada.
Es necesario unificar los criterios diagnosticos, asi como realizar estudios para conocer su

asociacion con dificultades en la lactancia u otros problemas posteriores.
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reservados.
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Breastfeeding Introduction: The prevalence of ankyloglossia has been estimated at around 4% of live births.

Its prevalence at national level is unknown.
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Material and methods: Multicenter, prospective observational study. Six hospitals in Asturias

took part. All newborns were examined on Sundays, Tuesdays and Thursdays for 3 months.

Coryllos and Hazelbaker criteria were used to diagnose ankyloglossia.

Results: The prevalence in the 667 newborns examined was 12.11% (95% Cl: 9.58 to 14.64), of

whom 62% were male. One in 4 children with ankyloglossia had a family history. According to

Coryllos’ classification, type i1 was the most common (54%).

Conclusions: The prevalence of ankyloglossia in Asturias was 2 to t3 times higher than expected.
The diagnostic criteria for ankyloglossia needs to be unified, and further studies are required

to determine the association with breastfeeding difficulties and other health problems.

© 2013 Asociacion Espafiola de Pediatria. Published by Elsevier Espaia, S.L. All rights reserved.

Introduccion

La anquiloglosia es un remanente embriologico de tejido
entre la superficie inferior de la lengua y el suelo de la
boca, que restringe la normalidad de movimiento de
la lengua’.

Precisamente se ha relacionado con dificultades para el
agarre y dolor materno, que son 2 de las principales cau-
sas de abandono de la lactancia en nuestro medio'. Por
tanto, podria ser responsable de problemas con la lactan-
cia, circunstancia no demostrada fundamentalmente por las
limitaciones metodologicas de los estudios publicados.

La clasificacion de Hazelbaker? es la herramienta habi-
tualmente utilizada como método diagnoéstico. Su principal
inconveniente es la escasa concordancia interobservador,
principalmente en los items de funcién®. La clasificacion de
Coryllos permite diferenciar los distintos tipos de anquilo-
glosia segln su lugar de insercion.

No existen criterios clinicos estandarizados y objetivos
para su diagnostico, por lo que las prevalencias observadas
en la bibliografia son variables (4-10%), con métodos de estu-
dio diferentes lo que dificulta o impide su comparacion’*>.
En nuestra comunidad se publicé una prevalencia del 2% en
nifios escolares®. Sin embargo, se desconoce la prevalencia
en recién nacidos a nivel nacional y regional. Nuestro obje-
tivo fue conocer la prevalencia actual de anquiloglosia en
Asturias.

Material y métodos
Tipo de estudio

Estudio multicéntrico, observacional y prospectivo en el que
participaron 6 de los 8 hospitales publicos del Principado de
Asturias.

Durante 3 meses (del 1 de junio al 31 de agosto de 2012)
un investigador exploré en cada centro a todos los bebés
nacidos en domingo, martes y jueves. Se excluy6é a aque-
llos menores de 34 semanas de edad gestacional o menores
de 1.500g. Para la participacion se solicito previamente la
autorizacion mediante consentimiento informado. Se obtuvo
la aprobacion del estudio por el Comité Regional de Etica de
Investigacion (N.° 68/2012).

Definicion de caso

Mediante la inspeccion y la palpacion de la lengua y su fun-
cién en las exploraciones realizadas durante las primeras
48h de vida, se clasifico a los bebés segin tuvieran o no
anquiloglosia. Con el objetivo de unificar criterios, se rea-
lizo, previamente al inicio del estudio, un taller mediante
imagenes y con practicas en recién nacidos para el adies-
tramiento de todos los participantes en la aplicacion de
la clasificacion de Hazelbaker, asi como un estudio piloto
durante un mes. Para clasificar a un paciente con anquilo-
glosia debia cumplir los 2 requisitos siguientes:

- Criterios anatomicos: presentar mediante inspeccion o
palpacion una membrana anterior a la base de la lengua
que se extendiera hacia el suelo de la boca. Los pacientes
se clasificaron segun la clasificacion de Coryllos’ (fig. 1).

- Criterios de funcion: puntuacion menor o igual a 4 sobre 6
analizando los 3 primeros items de funcion de la clasifica-
cién de Hazelbaker: lateralizacion, elevacion y extension
de la lengua® (tabla 1).

Calculo del tamafno muestral

En Asturias tienen lugar unos 1.750 nacimientos al trimestre.
Se estimoé una muestra de 625 recién nacidos, a partir de
una prevalencia estimada del 2-5%, una precision deseada
del 1,2-1,8% y un nivel de confianza del 95%.

Resultados

Se exploro un total de 677 recién nacidos, de los cua-
les 82 cumplian criterios diagnosticos de anquiloglosia. La
prevalencia total fue del 12,11% (IC 95%: 9,58-14,64). Por
hospitales, la prevalencia oscil6 entre el 3,4y el 50% (fig. 2).
De los 82 pacientes con frenillo lingual corto, un 62% eran
varones. El 57% procedian de un parto eutdcico, el 37% de
un parto instrumental y el 6% restante nacid por cesarea.
Uno de cada 4 recién nacidos con anquiloglosia tenia ante-
cedentes familiares, tratandose en la mayoria de los casos
(86%) de familiares de primer grado: padres o hermanos.
Segln la clasificacion anatémica de Coryllos 10 pacientes
(12%) tenian un frenillo tipo 1, 43 pacientes (54%) tenian
un tipo 11, 19 pacientes (24%) un tipo 1y 8 pacientes (10%)
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Tipo | Tipo Il

Figura 1 Clasificacion anatomica de Coryllos

Tipo Il Tipo IV

oTipo i: Frenillo fino y elastico; la lengua esta anclada desde la punta hasta el surco alveolar y se observa en forma de corazon.
oTipo 1i: Frenillo fino y elastico; la lengua esta anclada desde 2-4 mm de la punta hasta cerca del surco alveolar.

oTipo : Frenillo grueso, fibroso y no elastico; la lengua esta anclada desde la mitad de la lengua hasta el suelo de la boca.

oTipo v: El frenillo no se ve, se palpa, con un anclaje fibroso o submucoso grueso y brillante desde la base de la lengua hasta el

suelo de la boca.

Tabla 1 Clasificacion de Hazelbaker

Apariencia

Funcion

Apariencia de la lengua al elevarla
2: redonda o cuadrada
1: Leve hendidura en la punta
0: Forma de v o de corazon

Elasticidad del frenillo
2: Muy elastico
1: Moderadamente elastico
0: Casi nada elastico

Longitud del frenillo cuando la lengua se eleva
2:>1cm
1: 1cm
0:<1cm

Unién del frenillo a la lengua
2: Posterior a la punta
1: Hasta la punta
0: Punta mellada

Unién del frenillo al surco alveolar inferior
2: Pegada al suelo de la boca o bajo el surco
1: Pegada al surco
0: Unida al surco

Lateralizacion

2: Completa

1: el cuerpo de la lengua pero no la punta
0: Nada

Elevacion de la lengua

2: La punta toca cielo de la boca

1: Solo los bordes llegan

0: La punta queda en borde alveolar o solo lo toca al cerrar

Extension de la lengua

2: La punta sobrepasa el labio inferior

1: La punta llega solo a la encia inferior

0: No alcanza lo anterior o la lengua se encorva

Extension de la parte anterior de la lengua
2: Completa

1: Moderada o parcial

0: Poco o nada

Efecto ventosa («cupping»)

2: Todo el borde

1: Solo en los lados de los bordes
0: Pobre o no ventosa
Peristaltismo

2: Completo, anterior y posterior
1: Parcial, se origina posterior a la punta
0: Nada o invertido

Chasquido

2: Ninguno

1: Periodico

0: Frecuente o en cada succion
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Tabla 2 Clasificacion anatomica de los casos de anquiloglosia distribuidos seguin el centro hospitalario donde se diagnosticaron

Hospital
Tipo de frenillo HSA HUCA HCAB HOA HVN HCSO TOTAL
[ 3 1 3 0 1 2 10
I 13 17 8 1 4 0 43
I 2 4 2 0 11 0 19
v 0 1 0 0 7 0 8
SC 0 0 1 0 1 0 2
Total (diagnosticados/explorados) 18/196 23/250 14/135 1/29 24/48 2/19 82/677

HCAB: Hospital de Cabuenes; HCSO: Hospital Carmen y Severo Ochoa; HOA: Hospital del Oriente de Asturias; HSA: Hospital San Agustin;
HUCA: Hospital Central de Asturias; HVN: Hospital Valle del Nalon; SC: sin clasificar.

10,37%

9’18%
(4,86-13,48) Al 3,44%
(0,09-17,76)

50%
10,56% 9,20% (34,81-65,18)
(1,30-33,13) (5,41-12,98)

Figura 2 Prevalencia de anquiloglosia en las distintas areas
sanitarias del Principado de Asturias. Se expresan como porcen-
taje e intervalo de confianza al 95% entre paréntesis.

un tipo wv. La distribucion por hospitales se muestra en la
tabla 2.

Discusion

La prevalencia del 12% es la mas alta publicada hasta el
momento, entre 2 y 3 veces superior a la esperada’*>8°?,
Esta circunstancia nos recuerda la importancia de la explo-
racion de la cavidad oral en los recién nacidos, haciendo
especial hincapié en la presencia de anquiloglosia.

La clasificacion de Coryllos permitié identificar mediante
palpacion frenillos tipo iy v que pueden pasan desaper-
cibidos a la visualizacion’. Por otra parte, creemos que es
necesario aplicar criterios de funcion para el diagnostico. Si
Unicamente utilizaramos criterios anatémicos, podria consi-
derarse, erroneamente, que muchos recién nacidos tienen
anquiloglosia.

Somos conscientes de la dificultad para explorar correc-
tamente la movilidad de la lengua, asi como las posibles
diferencias interobservador. Por estos motivos utilizamos los
3 primeros items de funcion de Hazelbaker como criterio
diagnostico, dado que tienen una concordancia interobser-
vador considerable (coeficiente kappa 0,6 y 0,7) y mayor
facilidad para su exploracién®. El punto de corte utilizado
(puntuacion < 4), propuesto por Amir?, demostré una buena
correlacion con la definicion de Hazelbaker de anquiloglo-
sia significativa: puntuacion < de 11 sobre 14, si se analizan
todos los items de funcidn?.

La prevalencia observada resulté superior a la esperada,
diferencia que puede deberse a la exploracion digital que
permitid identificar aquellos indetectables a la visualizacion
(34% tipos 1i-v). La proporcion de este tipo de anquiloglosia
fue similar en 5 hospitales; en el otro centro se detecta-
ron hasta en el 67% de los frenillos. Esta circunstancia hace
pensar en un sesgo de clasificacion derivado de la subjetivi-
dad y la dificultad para establecer los limites anatéomicos.
Sin embargo, los resultados de los 3 centros con mayor
poblacion estudiada (85% de la muestra), fueron bastante
homogéneos, con una prevalencia del 10%.

El frenillo lingual corto tipo v es probablemente el mas
dificil de diagnosticar. No existen datos sobre su prevalencia,
dado que en las publicaciones no se especifica esta clasifica-
cién. Recientemente, O’Callahan’® describié la realizacion
de 131 frenectomias en menores de un mes con problemas
relacionados con la lactancia, siendo el tipo v el mas fre-
cuentemente intervenido (40%).

En nuestra serie, el 10% de los frenillos se tipificaron
como tipo v, sin embargo la mayoria procedian de un Unico
hospital. Sin su participacion, la prevalencia de este tipo de
anquiloglosia seria del 0,16% y supondria el 1% de los fre-
nillos linguales. Desconocemos si con los criterios utilizados
infradiagnosticamos este tipo de frenillos y la prevalencia
quiza sea incluso superior al 12% descrito. Aun asi, se pone
de manifiesto una vez mas el factor subjetivo dependiente
del explorador.

Hasta el 25% tenian antecedentes familiares, la mayoria
de primer grado. La genética en esta entidad es importante.
La anquiloglosia se presenta aislada o en sindromes como:
Ehler Danlos, Wiedemann Beckwith, Simosa y orofaciodi-
gital. La mayor prevalencia en varones junto con estudios
genéticos sugieren un modelo de transmision ligado al cro-
mosoma X'""12,

Dentro de las limitaciones del estudio destaca la variabili-
dad interobservador. La realizacion de un taller practicoy un
estudio piloto previo permitieron unificar los criterios entre
los investigadores. Sin embargo, no fueron suficientes como
muestra la disparidad de prevalencia en uno de los centros.
La utilizacién de criterios funcionales disminuy6 esta limi-
tacion y sirvio para objetivar la subjetividad del diagnostico
de anquiloglosia, sobre todo de los tipos 1y v.

En nuestro conocimiento, este es el primer estudio
de prevalencia de anquiloglosia en recién nacidos a nivel
nacional. Garcia at al.® encontraron en nuestra region una
prevalencia del 2%, pero en nifios de 6 anos. A diferencia
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de otras publicaciones, se utilizaron criterios diagnosticos
objetivos y la clasificacion anatémica. Los 2 Unicos centros
de nuestra region que no participaron suponen menos del
8% del total de nacimientos. Ademas, sus caracteristicas
socioeconomicas son equiparables a las de otros hospitales
incluidos, por lo tanto, los datos son representativos de la
prevalencia de anquiloglosia en Asturias.

Como conclusion, hemos encontrado una alta prevalen-
cia de anquiloglosia. La exploracion de la cavidad oral debe
ser sistematica en las revisiones de los recién nacidos y lac-
tantes, centrandose en la presencia de anquiloglosia, para
no pasar por alto su deteccion. Son necesarias nuevas inves-
tigaciones para tratar de unificar criterios diagnosticos, asi
como aclarar la repercusion de la anquiloglosia en relacion
con la lactancia materna u otros problemas posteriores.
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