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RESUMO

Introducdo: Osteogénese imperfeita (OlI) € uma doenca do colageno com
manifestacdes clinicas dsseas e extradsseas. Entre as caracteristicas extradsseas,
estdo descritas alteracdes no sistema estomatognatico. Objetivo: Caracterizar
aspectos morfofuncionais e eletrofisiologicos do sistema estomatognético em criangas
e adolescentes com diagnostico de Ol. Métodos: Estudo transversal com 22
participantes, divididos nos grupos Ol Leve (OIL) (tipo 1) (n=15) e Ol Moderada-Grave
(OIMG) (tipos 3, 4 e 5) (n=7). Foram realizadas avaliagdes clinicas odontolégicas.
Aplicou-se o protocolo Avaliagdo Miofuncional Orofacial com Escores (AMIOFE) para
avaliar os aspectos miofuncionais orofaciais. A atividade elétrica dos musculos
masseter, temporal anterior e da regido supra-hioidea foi avaliada por eletromiografia
de superficie durante repouso e as tarefas de contracdo voluntaria maxima (maxima
intercuspidacgéo), mastigacao, degluticdo incompleta de saliva, degluticdo de liquido
com volume confortavel e degluticdo de saliva. O lowa Oral Pressure Instrument (I0PI)
foi utilizado para medir a pressdo da lingua em diferentes tarefas. Resultados:
Denticdo permanente foi observada em 61,1% dos participantes e dentinogénese
imperfeita em 15,8%. Com relacédo aos aspectos miofuncionais orofaciais, alteragao
da postura de labios e lingua foi observada em 54,5%, do aspecto das bochechas em
59,1% e da face em 72,7%. Na degluticdo, 40,9% apresentaram alteragéo labial e
59,1% de lingua. O padrdo mastigatério unilateral preferencial foi observado em
54,5%. O escore total no AMIOFE foi 90,86 pontos na amostra total, 91,71 no OIL e
89,14 no OIMG. O padrao mastigatorio ndo influenciou a ativacéo elétrica nas tarefas
de maxima intercuspidacao e mastigacdo. Nos indices de ativagdo muscular, 0s
grupos diferiram estatisticamente em todas as tarefas avaliadas, p = 0,046 para
repouso, p = 0,014 para maxima intercuspidacao, p = 0,005 para mastigacao livre, p
= 0,001 para mastigacdo direcionada a direita e p = 0,012 para mastigacao
direcionada a esquerda, indicando predominio de uso da musculatura massetérica no
grupo OIMG e de temporal anterior no grupo OIL em todas as tarefas avaliadas. Na
degluticdo de liquido continuo (100mL), OIMG apresenta para masseter direito (p =
0,026) e esquerdo (p = 0,038) maior percentual de ativacdo do que OIL. Quanto maior
0 escore para o comportamento dos labios durante a degluticdo, menor a ativacédo
elétrica da regido supra-hioidea durante repouso (p = 0,026). Com relagédo a pressao
de lingua, a amostra total apresentou a pressao anterior de lingua de 49kPa, 52kPa o
grupo OIL e 42,57kPa o grupo OIMG. A presséao da regido anterior durante degluticao
de saliva na amostra total foi 23kPa, no grupo OIL foi 23,64kPa e no grupo OIMG foi
21,71kPa. A pressao da regiao posterior na amostra total foi 47,82kPa, enquanto no
grupo OIL foi 52,80kPa e no grupo OIMG foi 37,14kPa. Verificou-se que elevada
pressdo anterior de lingua esta correlacionada a elevada pressdo posterior (p =
0,001). Entre os grupos de OlI, foi observada maior pressdo de lingua da regido
posterior no grupo OIL (p = 0,007). Conclusdes: A condigao miofuncional orofacial
nao foi estatisticamente diferente de acordo com a gravidade da Ol em criancas e
adolescentes, embora OIMG apresentou menor escore total no protocolo AMIOFE e,
em geral, mais alteracdes dentarias. A ativacdo dos musculos supra-hioideos durante
degluticdo de saliva e liquido continuo foram semelhantes entre os grupos. A ativacao
dos musculos masseteres foi superior no grupo OIMG nas tarefas de repouso,
degluticio de saliva, degluticdo de volume confortdvel e degluticdo continua,
indicando maior necessidade de manter a estabilizacdo mandibular durante estas
tarefas no grupo OIMG. Para o total da amostra maior presséo da regido anterior de
lingua correlaciona-se a maior pressao da regido posterior de lingua.

Palavras-chave: Sistema estomatognatico; Osteogénese imperfeita; Eletromiografia.



ABSTRACT

Introduction: Osteogenesis imperfecta (Ol) is a collagen disorder with several clinical
bone and extra-bone findings. Among the extra-bone characteristics, alterations in the
stomatognathic system are described. Objective: To characterize morphofunctional
and electrophysiological aspects of the stomatognathic system in children and
adolescents diagnosed with Ol. Methods: A cross-sectional study with 22 participants,
divided into groups: Mild OI (MOI) (type 1) (n=15) and Moderate-to-Severe Ol (MSOI)
(types 3, 4 and 5) (n=7). Dental clinical evaluations were performed. The Orofacial
Myofunctional Assessment with Scores (OMES) protocol was applied to assess
orofacial myofunctional aspects. The electrical activity of the masseter, anterior
temporal and suprahyoid muscles was evaluated by surface electromyography during
rest and the tasks of maximal voluntary contraction (maximum intercuspation),
mastication, incomplete swallowing of saliva, swallowing of liquid with comfortable
volume and swallowing. of saliva. The lowa Oral Pressure Instrument (IOPI) was used
to measure tongue pressure on different tasks. Results: Permanent dentition was
observed in 61.1% of the participants and dentinogenesis imperfecta in 15.8%.
Regarding the orofacial myofunctional aspects, changes in the posture of lips and
tongue were observed in 54.5%, in the appearance of the cheeks in 59.1% and in the
face in 72.7%. In swallowing, 40.9% had labial alterations and 59.1% had tongue
alterations. The preferential unilateral masticatory pattern was observed in 54.5%. The
total score on OMES was 90.86 points in the total sample, 91.71 in the MOI and 89.14
in the MSOI. The masticatory pattern did not influence the electrical activation in the
maximum intercuspation and chewing tasks. In muscle activation indices, the groups
differed statistically in all evaluated tasks, p = 0.046 for rest, p = 0.014 for maximum
intercuspation, p = 0.005 for free chewing, p = 0.001 for chewing directed to the right
and p = 0.012 for directed chewing on the left, indicating predominance of use of the
masseteric musculature in the MSOI group and of anterior temporal muscles in the
MOI group in all evaluated tasks. In the swallowing of continuous liquid (100mL), MSOI
presents a higher percentage of activation for the right (p = 0.026) and left (p = 0.038)
masseter than MOI. The higher the score for the behavior of the lips during swallowing,
the lower the electrical activation of the suprahyoid region during rest (p = 0.026).
Regarding the tongue pressure, the total sample presented the anterior tongue
pressure of 49kPa, 52kPa for the MOI group and 42.57kPa for the MSOI group. The
pressure of the anterior region during saliva swallowing in the total sample was 23kPa,
in the MOI group 23.64kPa and in the MSOI group 21.71kPa. The pressure of the
posterior region in the total sample was 47.82kPa, in the MOI group 52.80kPa and in
the MSOI group 37.14kPa. It was found that high anterior tongue pressure is correlated
with high posterior pressure (p = 0.001). Among the Ol groups, greater tongue
pressure in the posterior region was observed in the MOI group (p = 0.007).
Conclusions: The orofacial myofunctional condition was not statistically different
according to the severity of Ol in children and adolescents, although MSOI had a lower
total score in the OMES protocol and, in general, more dental changes. Activation of
the suprahyoid muscles during saliva and continuous liquid swallowing was similar
between the groups. Activation of the masseter muscles was higher in the MSOI group
in the tasks of rest, saliva swallowing, comfortable volume swallowing and continuous
swallowing, indicating a greater need to maintain mandibular stabilization during these
tasks in the MSOI group. In the total sample greater pressure in the anterior region of
the tongue is correlated with greater pressure in the posterior region of the tongue.

Keywords: Stomatognathic system; Osteogenesis imperfecta; Electromyography.
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1 INTRODUCAO

O presente estudo se constitui uma parceria entre pesquisadores do
Hospital de Clinicas de Porto Alegre e da Faculdade de Odontologia da
Universidade Federal do Rio Grande do Sul, cujo tema contemplou o estudo das
condicbes musculares orofaciais na Osteogénese Imperfeita (Ol). Além disso,
ressalta-se que o estudo faz parte do grupo Pesquisa em Osteogénese
Imperfeita, anteriormente parte deste estudou os aspectos auditivos nesta
populacdo e continuam a ser investigadas, e do Laboratério de Estudos em
Motricidade Orofacial (LEMO).

Pesquisas atuais em Ol avancaram a compreensdo das repercussoes
clinicas para além do comprometimento 0sseo - ja bastante constatado nesta
condicdo genética. Estudos recentes apontam comprometimentos importantes,
cuja necessidade de serem considerados no tratamento da Ol mostram-se
evidentes. Ha a necessidade de contemplar aspectos auditivos, pois existe
presenca de perda auditiva nesta populacdo em percentuais significativos
(SWINNEN; COUCKE; PAEPE, 2011; OTAVIO et al., 2019), também ha
diferentes condi¢cdes dentarias, as quais podem comprometer as funcdes
orofaciais (ANDERSSON et al, 2017), alteracbes musculares, que impactam a
gualidade de vida (VEILLEUX & RAUCH, 2017), sintomatologia auditiva
relacionada a disfuncao temporomandibular (DTM) ocorreu com mais frequéncia
em criangas com Ol do que em criangas saudaveis (MALGORZATA, et al.,
2021), alteracBes no sistema estomatognatico, que envolvem fungdes vitais
como a respiragdo, alimentagcdo e degluticio (SMOLAG; KULESA-
MROWIECKA; SULKO, 2017).

O estudo supracitado, precursor no tema das questdes oromiofuncinais
na populacdo com Ol, sugere que tecnologias sejam empregadas para melhor
compreender as alteracdes no sistema estomatognatico na Ol (SMOLAG;
KULESA-MROWIECKA; SULKO, 2017). A eletromiografia, tecnologia proposta
no presente estudo, permite monitorar a atividade elétrica das membranas
excitaveis, caracterizando as medidas dos potenciais de acdo do sarcolema e,
assim, constitui-se uma forma de investigar clinicamente as condicdes
musculares (MORAES; CUNHA; GALVAO et al., 2013). A eletrofisiologia, por
meio da eletromiografia, permite estudar as propriedades elétricas em células e
tecidos nos quais ha potenciais de acdo (FERREIRA, 2011).



16

Assim, o uso de tecnologias integraliza a avaliacdo clinica da musculatura
orofacial envolvida nas funcdes estomatognéaticas e torna-se essencial ao
auxiliar no tratamento e prognéstico das afeccbes orofaciais. Neste sentido, o
objetivo da presente pesquisa € caracterizar os aspectos morfofuncionais e
eletrofisiol6gicos do sistema estomatognatico em criancas e adolescentes com
Ol. Partindo do objetivo exposto acima, esta tese foi composta de uma reviséo
de literatura, na qual foram abordados os aspectos da OIl, a musculatura
orofacial, a avaliagdo da musculatura orofacial clinica e com tecnologias e os
aspectos odontoldgicos na Ol. Ap6s serdo apresentadas a justificativa para o
estudo e as hipéteses, bem como o detalhamento dos objetivos e a metodologia
empregada. Como resultados foram elaborados quatro artigos cientificos.

O artigo principal da tese foi intitulado The morphofunctional
characteristics of the stomatognathic system of children and adolescents with
osteogenesis imperfecta, cujo objetivo geral foi apresentar as caracteristicas
morfofuncionais do sistema estomatognatico de criancas e adolescentes com
diagnéstico de Ol e o objetivo secundario foi comparar os resultados do grupo
Ol leve com os do grupo Ol moderado a grave.

O segundo artigo, Mastication and electrical activation in the masseter and
anterior temporalis muscles of children and adolescents with osteogenesis
imperfecta, teve como objetivo caracterizar a mastigacédo e a ativacao elétrica
dos musculos masseter e temporal anterior em criancas e adolescentes com
osteogénese imperfeita e relacionar os resultados com guias e interferéncias
oclusais, bem como apresentar os indices de ativacéo e de simetria muscular.

O terceiro artigo, Electrical activity of the masseter and suprahyoid
muscles and aspects of swallowing in children and adolescents with
osteogenesis imperfecta, cujo objetivo geral foi caracterizar a atividade elétrica
dos musculos masseter e regido supra-hididea anterior em criancas e
adolescentes com Ol durante a degluticdo e em repouso e o secundario foi
comparar os resultados eletromiograficos com os achados clinicos da degluticéo.

O quarto artigo, Tongue pressure in children and adolescents with
osteogenesis imperfecta, teve como objetivo investigar e relacionar a presséo
lingual da regido anterior e posterior em contracdo isométrica e durante
degluticdo de saliva de criancas e adolescentes com Ol.

Ao final encontram-se algumas consideracdes relevantes e a conclusao
do trabalho, bem como anexos e apéndices que contribuem para o melhor
entendimento do trabalho desenvolvido.
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2 REVISAO DE LITERATURA

2.1 OSTEOGENESE IMPERFEITA

2.1.1 Definicéo e patogenia

Osteogénese imperfeita (OlI) € um termo utilizado para um grupo
heterogéneo de sindromes do tecido conjuntivo (VAN DIJK & SILLENCE, 2014).
Caracteriza-se como uma displasia 6ssea genética que pode causar fragilidades,
deformidades, fraturas e dificuldades de crescimento 6sseo (VAN DIJK &
SILLENCE, 2014; FRATZL-ZELMAN, 2016; AZZAM, 2018). A fragilidade 6ssea
e a suscetibilidade a fraturas sem ou por trauma minimo sdo caracteristicas
classicas da Ol (BRIZOLA et al., 2017). N&o sao observadas prevaléncias entre
etnias (BYERS & STEINER, 1992). Na literatura consultada, ndo foram
encontrados estudos de prevaléncia ou de incidéncia de Ol no Brasil. A
frequéncia relativa de Ol como 0,74 (0,61-0,89)/10.000 (BUCK, 2011).

Dos individuos afetados cerca de 90% ocorre por mutacées nos genes
COL1A1 e COL1A2, que sao os codificadores das cadeias do colageno tipo I.
Além disso, grande parte destas mutacdes € herdada de forma dominante, mas
algumas podem ser recessivas (NUSSBAUM; MCINNES; WILLARD, 2008). A
figura 1 ilustra a biossintese da proteina colageno tipo |.

O colageno tipo | é formado por duas cadeias proa1 e uma cadeia proaZ2.
Ap0s a traducgao, as cadeias proal e a cadeia proa2 sao processadas no reticulo
endoplasmatico rugoso. As cadeias se alinham para iniciar o processo de
dobramento das cadeias pro para formar o colageno tipo I, que é uma proteina
de estrutura de tripla hélice. Mutacfes descritas como causadoras de Ol nos
genes COL1A1 e COL1A2 ocasionam modificacbes pos-traducdo durante o
processo de dobramento. Durante este processo de dobramento, a modificacéo
pés-traducao por proteinas especificas ocorre (VAN DIJK & SILLENCE, 2014).

Além das variantes patogénicas autossdmicas dominantes nos genes
COL1A1 e COL1AZ2, codificadores de colageno tipo I, outra variante autossémica
dominante foi descrita. A variante no gene IFITM5, que codifica a proteina 5
transmembrana induzida por interferon leva a alteracbes na mineralizacdo da
matriz extracelular (MAROM; RABENHORST; MORELLO, 2020).
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Figura 1 — Biossintese do Colageno

Rough Endoplasmic Reticulum

(ame ) wevser
N
P18

)
A

—_ SOUNNOAL —

Helix formation

v
) Golgi complex
o —

e ¥
L9 —

76y éa [N '
Ot N\ T, ’@E
¢ M A @.@om\}'. CIL_' > ,

N

\ (0L1AT gene (ouugene/ !
\_ A/
), Ny O 4 (6 e — l
—~— / \
osteoblast or fibroblast N~ g O'D Propepideremonl (10
N/ )
T —— [l
Extracetlular matrix
Fibril formation D
N— N —— ;T r——7 cross-linking
e +— T D e
Y\ -——h——-———v 7 > y——
A\ " po—
[ \
it |
Bone formation <—— illfifz 7)‘
iy §
P& )
et
M
R )
Wi 7/

llustragéo geral da biossintese do colageno tipo |
Fonte: VAN DIJK & SILLENCE (2014)

Dos vinte e um genes revisados por Jovanovic, Guterman-Ram e Marini
(2022) como causadores de OI, WNT1 apresenta padrdo de heranca
autossdmico recessivo ou dominante, MBTPS2 autossémico recessivo ligado ao
X e outros dezesseis apresentam padrao de heranca autossOmica recessiva
(JOVANOVIC; GUTERMAN-RAM; MARINI, 2022). Entre elas, estdo as dos
genes SERPINF1 e SPARC que, assim como a variante no gene IFITM5, levam
a alteragdes na mineralizagdo da matriz extracelular. Ja& quando a mutacdo no

gene SERPINF1 leva a altera¢cées no dobramento da proteina do colageno e no
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trafego intracelular de colageno. Esta mesma alteracdo ocorre em decorréncia
de variantes patogénicas no gene FKBP10 (MAROM; RABENHORST;
MORELLO, 2020).

As variantes patogénicas nos genes CRTAP, P3H1 e PPIB causam
modificacBes pos-traducdo da molécula de colageno e também no dobramento
fibrilar do colageno. Alterac6es no gene SP7 leva a uma diferenciagcdo anormal
de osteoblastos, semelhante ao que ocorre com variantes no gene TENT5A,
embora ainda ndo totalmente compreendida a alteracdo na funcdo dos
osteoblastos parece ser em decorréncia de codificar proteinas com localizagéo
intracelular ou nuclear que afetam a funcéo destas células. Alteracdes no gene
BMP1 foram descritas como responsaveis por alterar o processamento de
colageno. Alteracdo na homeostase do Ca*? do reticulo endoplasmatico foi
descrita como consequéncia de alteragbes no gene TMEM38B. Alteracdes nos
genes WNT1 e MESD afetam a funcdo anabolica 6ssea da via de sinalizacédo da
remodelacéo 6ssea. Os genes CREB3L1 e MBTPS2, este de heranca recessiva
ligada ao X, levam a alteracfes no controle de qualidade da proteina do colageno
e naresposta ao estresse do reticulo endoplasmatico (MAROM; RABENHORST;
MORELLO, 2020).

2.1.2 Classificacao

Atualmente a classificagcdo genética tem sido bastante descrita nos
estudos. Esta, no entanto, é possivel apenas por meio de técnicas de analise
molecular que ainda apresentam custos relativamente consideraveis. Embora
bastante diversificada a classificacdo genotipica, o fendtipo apresentado permite
que os casos sejam classificados em cinco tipos clinicos (MAROM,;
RABENHORST; MORELLO, 2020).

A primeira classificacdo clinica proposta em 1979 por Sillence, Senn e
Danks foi a partir da observacdo da gravidade da doenca, da deformidade
resultante, da cor da esclera e da presenca de perda auditiva. Os autores
conseguiram identificar quatro tipos clinicos de OIl. Atualmente, esta
classificacéo clinica foi revisada por Van Dijk e Sillence (2014) e mais um tipo

clinico com base em observac¢des radiograficas foi acrescido.
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Na Ol do tipo 1, de caracteristica clinica ndo deformante e esclera
azulada, observa-se aumento da fragilidade Ossea, geralmente associada a
baixa massa 6ssea. As manifestacdes nesta variacao ndo incluem deformidades
nos 0ssos longos e na coluna vertebral; observa-se, além disso, esclera azul-
acinzentada e também susceptibilidade a perda auditiva condutiva com inicio na
adolescéncia e juventude (VAN DIJK & SILLENCE, 2014).

A Ol do tipo 2, de caracteristica perinatal letal, € a forma mais grave e
suas caracteristicas sdo visiveis no ultrassom pré-natal (BASEL & STEINER,
2009). Os bebés sao natimortos, entretanto os que nascem vivos tém muitas
complicacfes, que comprometem a sobrevida, as quais, em geral, resultam em
Obito posteriormente devidos principalmente as complicacdes respiratorias por
insuficiéncia pulmonar, relacionada ao pequeno térax e/ou fraturas de costelas
(SILLENCE et al, 1979; BASEL & STEINER, 2009).

A Ol do tipo 3, de caracteristica progressivamente deformante € um dos
tipos mais graves compativeis com a sobrevida. Ao nascimento o bebé ja
apresenta fragilidade éssea e fraturas multiplas que evoluem para deformidades
progressivas esqueléticas, tais como a cifoescoliose (VAN DIJK & SILLENCE,
2014). O peso ao nascer, em geral, € adequado; embora, o crescimento
longitudinal seja abaixo do esperado para idade e sexo (VAN DIJK & SILLENCE,
2014). Ja a Ol do tipo 4, um tipo também considerado de moderado a grave, €
caracterizada pelo fendtipo variavel com esclera normal, fraturas recorrentes,
osteoporose, deformidades nos ossos longos e na coluna (VAN DIJK &
SILLENCE, 2014).

A Ol do tipo 5, de caracteristica da calcificagcdo da membrana inter6ssea
entre tibia/fibula ou réadio/ulna, a expressividade é variavel, apresentando de
moderada a severa fragilidade 6ssea e ndo ha presenca de DI. Ha uma
propensao para o desenvolvimento de calos hiperplasicos, resultados de fraturas
ou cirurgias ortopédicas. Cerca de 4 e 5% dos casos de Ol, observados em um
ambiente hospitalar, sdo do tipo 5 (VAN DIJK & SILLENCE, 2014; BRIZOLA et
al., 2015).

A Ol é amplamente conhecida pelas alteracfes 0sseas em que resulta.
Todavia, considerando a relacdo 0sseo-muscular e a abundante presenca de
colageno do tipo | na matriz extracelular do tecido muscular, ndo é surpreendente

gue transtornos no tecido 6sseo acarretem também défices no tecido muscular.
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Tais anormalidades musculares, decorrentes da Ol, tém sido relatadas em
estudos conduzidos tanto em animais, como em criancas (VEILLEUX; TREJO;
RAUCH, 2017). Discorreremos em tdpico especifico sobre aspectos musculares

gerais e orofaciais na Ol.

2.2 ASPECTOS ODONTOLOGICOS NA OSTEOGENESE IMPERFEITA

Diversas sdo as alteracGes dentarias descritas na Ol. Entre as mais
discutidas, estd a dentinogénese imperfeita (DI), cuja prevaléncia estima-se
entre 8 e 100% (ANDERSSON et al., 2017). Outros aspectos, contudo, vém
recebendo atencdo, como a prevaléncia de hipo e oligodontia, taurodontismo e
segundos molares permanentes retidos (LUKINMAA et al., 1987; MALMGREN;
NORGREN, 2002). Desenvolvimento craniofacial alterado, principalmente perfil
retrognata foram relatados com ocorréncia frequente em pacientes com Ol
(JENSEN & LUND; 1997; WALTIMO-SIREN et al., 2005).

Também presente nas discussfes dos Ultimos anos, a avaliagdo
molecular tem sido alvo de investiga¢des. Estudo recente sugeriu que mutacées
em COL1A1, COL1A2 e CREB3L1 podem causar hipo e oligodontia em Ol,
contudo os autores alertam que os resultados ndo excluem efeitos aditivos de
outros genes modificadores ou interagentes que podem agravar o fenotipo
(ANDERSSON et al., 2020).

Frequente na rotina clinica, a terapia medicamentosa com bisfosfonatos
recebeu atencdo relacionada aos aspectos dentarios. Estudo retrospectivo
avaliou o efeito desta na erupcdo e no desenvolvimento dentario em coorte de
criancas recebendo pamidronato. Observou-se que a terapia medicamentosa
parece diminuir a idade dentaria, atrasar a maturidade e a erupcéo dos dentes
(MALMGREN et al., 2020).

Presente na rotina do odont6logo, a avaliagdo radioldgica possibilita
observar a presenca de DI. Também é possivel constatar anormalidades de
formato da coroa, constricdbes cervicais, camaras pulpares grandes ou
calcificadas e retencdo dos segundos molares permanentes (ANDERSSON et
al., 2017).
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Ha alta prevaléncia de aberracdes dentarias na Ol, desta forma o exame
odontoldgico clinico e radiografico constitui-se como parte importante da
investigacgdo clinica. Ademais, em pacientes com formas leves da doenca, nos
guais o diagndstico molecular é ausente, dispor apenas do diagndstico médico
pode ser incerto para corroborar a presenca de Ol. Assim, a demonstracdo de
distirbios no desenvolvimento dentario pode ser crucial para estabelecer o
diagndstico de Ol (MALMGREN & NORGREN, 2002).

2.3 ASPECTOS MIOFUNCIONAIS OROFACIAIS NA OSTEOGENESE
IMPERFEITA

As estruturas do complexo craniofacial possibilitam as funcdes
estomatognaticas, tais como a succdo, a respiracdo, a degluticdo e a
mastigagéo, bem como a fala. O funcionamento e a morfologia destas estruturas
exercem influéncias e podem determinar em grande parte a aparéncia, a saude
e a qualidade de vida (FELICIO, 2020).

Estudo recente com dezenove criancas e adolescentes com Ol de um a
dezoito anos de idade encontrou que 42% dos sujeitos apresentou distlrbios de
succéo, 26% de degluticao, 15% de fala, 15% evidenciou bruxismo do tipo ranger
e 15% do tipo apertar; além disso, 5% apresentou cefaleias. A amplitude de
movimentos mandibulares nao diferiu do padrdo de normalidade, embora houve
tendéncia para hipermobilidade. Além disso, houve relacéo significativa entre a
descontinuidade da amamentacéo com a ocorréncia de disturbios da degluticao
em criancas com Ol e ndo significativa com os disturbios de fala. Efeitos de
intubacéo sobre a amplitude dos movimentos mandibulares devido a frequentes
tratamentos cirargicos em criangas com Ol também foram examinados e néo foi
observada diferenca significativa (SMOLAG; KULESA-MROWIECKA; SULKO,
2017).

Em criancas com Ol, a reabilitacédo € altamente complexa, devido ao risco
de entorse e fraturas. Além disso, intervencao precoce nas areas de fisioterapia
e fonoaudiologia e a amamentacao parece serem fatores significativos para o
desenvolvimento dos musculos do sistema estomatognatico e da estrutura e
biomecéanica da articulacdo temporomandibular. Entretanto, é necessario

realizar estudos em um grupo maior, a fim de obter conclusfes vinculativas.
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Dada a necessidade de melhora da qualidade de vida dos pacientes com Ol no
aspecto estomatognatico, foi sugerido que um programa seja criado para este
grupo de pacientes (SMOLAG; KULESA-MROWIECKA; SULKO, 2017).

Poucos autores discutiram distirbios do sistema estomatognatico em
doencas genéticas, e estes abordam principalmente a Sindrome de Down. A
maior parte dos estudos é dedicada a disfun¢gées em criancas e adolescentes
livres de doencas genéticas. Contudo, distarbios no sistema estomatognatico
ocorrem entre pacientes pediatricos com OIl. Frequentemente as disfuncdes
incluem as funcdes de succdo e degluticdo, estrutura inadequada do musculo
masseter e DTM. Outros estudos s&o necessarios, utilizando ferramentas
objetivas, como registros de eletromiografia (EMG) e condilografia. Além disso,
deve considerar-se que as doencas do tipo Ol representam um sério fator de
risco para ocorréncia das disfungdes mencionadas (SMOLAG; KULESA-
MROWIECKA; SULKO, 2017).

2.4 AVALIACAO MIOFUNCIONAL OROFACIAL

A investigacdo dos aspectos relacionados a espessura, a forca e a
pressdo na musculatura orofacial tem sido tema de discussao na area da saude
- especialmente, na Fonoaudiologia. Percebe-se a importancia do conhecimento
da fisiologia muscular, bem como de parametros delineados a esses aspectos
para que a musculatura orofacial possa ser exercitada pelos profissionais da
area, no tratamento de patologias que acometem esta musculatura, como DTM,
respiracdo oral, alteracdes ou deformidades dentofaciais, entre outras. Além
disso, faz-se necessério o conhecimento destes aspectos também em
determinadas popula¢des com patologias de base - como a Ol, a fim de que o
tratamento oferecido seja absolutamente adequado e fundamentado.

A investigacao das caracteristicas da biomecanica orofacial, como a forca
muscular de estruturas como a lingua, tem se mostrado fundamental na
compreensao das altera¢des funcionais do sistema estomatognatico e de suas
repercussfes no complexo craniofacial (CLARK & SOLOMON, 2012; ADAMS,
2013; PRANDINI et al., 2015). A lingua, em conjunto com outras estruturas

orofaciais, possui um papel fundamental no desempenho da succdo, da
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mastigacdo e da degluticdo e, da mesma forma, na funcédo adaptada de fala e
na producao dos fonemas (MENEZES et al., 2018).

As pesquisas que investigam a forga de musculos orofaciais séo recentes
e boa parte tem como objetivo verificar a for¢a e a resisténcia da musculatura da
lingua em adultos (VITORINO, 2010; CLARK & SOLOMON, 2012;
VANDERWEGEN et al., 2013; JUNIOR et al., 2014; NASCIMENTO, 2015;
PRANDINI et al., 2015; MENEZES et al., 2018). Adams et al. (2013) ao
realizarem uma revisao sistematica e meta-analise sobre medidas de forca e
resisténcia muscular da lingua afirmaram que ha clara necessidade de se
estabelecer relacdes entre medida de forca e resisténcia de lingua com o
desempenho em funcbes como a degluticdo em determinadas populacdes
incluindo diferentes faixas etarias. Deve-se ressaltar que a determinacdo de
dados normativos € um importante pré-requisito quando se pretende avaliar o
impacto da forca da musculatura orofacial no desempenho de func¢des do
sistema estomatognatico (VANDERWEGEN et al., 2013).

Ha caréncia de estudos com o objetivo de avaliar a resisténcia muscular
e a for¢ca da lingua em amostras significativas de diferentes nacionalidades nas
distintas faixas etarias em ambos os sexos (CLARK & SOLOMON, 2012;
VANDERWEGEN et al., 2013). A forca dos musculos esqueléticos € influenciada
pela etnia e ha variacbes existentes dentro de um mesmo continente (NEWMAN
et al., 2003; ANDERSEN-RANBERG et al., 2009; VANDERWEGEN et al., 2013).
Até o presente momento existe um namero reduzido de pesquisas com objetivo
de avaliar a forca muscular da lingua em criancas e adolescentes (POTTER;
KENT; LAZARUS, 2009; POTTER & SHORT, 2009; AZEVEDO et al., 2018).

Em estudos dedicados a Ol, relativamente pouca atencdo tem sido dada
a ocorréncia dos problemas estomatognaticos ou aos disturbios miofuncionais
orofaciais e as alteracbes nas funcdes orofaciais de mastigacdo, degluticéo,
respiragdo, fala e mesmo para a DTM (SMOLAG; KULESA-MROWIECKA;
SULKO, 2017).

A avaliacdo clinica em motricidade orofacial representa fundamental
etapa no processo de diagnéstico fonoaudioldgico, visto que possibilita a
compreensdao das condicbes anatdbmicas e funcionais do sistema
estomatognatico. Além disso, possibilita, ainda, estabelecer uma linha de

raciocinio terapéutico, fundamental para definir a necessidade de
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encaminhamentos, além de fornecer dados quanto ao progndstico do paciente e
contribuir para a realizacédo de pesquisas da area (GENARO, 2009).

Visando o desenvolvimento do raciocinio clinico, assim como a
padronizacdo das informac@es contidas em uma avaliacao clinica, foi publicado
o protocolo Avaliacdo Miofuncional Orofacial com Escores (AMIOFE) (ANEXO 1)
(FELICIO & FERREIRA, 2008). Trata-se de um importante instrumento nacional
validado, o qual caracteriza as condi¢des musculares e funcionais com base em
escores. Este € sensivel para avaliar a aparéncia e condi¢cdo postural da face,
dos labios, mandibula, bochechas e lingua, aléem das fung¢des orofaciais de
respiracdo, mastigacao e degluticio. Cada um dos aspectos avaliados recebe
um escore que pode variar entre 0 e 3 e, ao final da aplicacédo do instrumento, a
soma maxima total pode totalizar 103 pontos - quanto maior este valor, melhor o
resultado (FELICIO & FERREIRA, 2008).

O AMIOFE tem sido aplicado para determinar as caracteristicas
musculares em diferentes popula¢des. Foi o instrumento eleito para aplicar em
pacientes com sindrome da apneia-hipopneia obstrutiva do sono (BORRMANN
et al., 2021), para avaliar o treinamento de func¢des orofaciais em criangas com
Sindrome de Down (IBRAHIM, et al., 2019), para caracterizar o sistema motor
oral de adultos com lesdes faciais (DA SILVA et al., 2017), para investigar as
caracteristicas miofuncionais orofaciais em portadores de Sindrome de Sjogren
(ZANIN, 2017), em pacientes com DTM (WEBER et al., 2013; MELCHIOR et al.,
2016). Assim, seu uso tem se mostrado uma referéncia para caracterizar 0s
distarbios do sistema oromiofuncional.

Como complemento da avaliacao clinica miofuncional orofacial, pode-se
recorrer a avaliagdes instrumentais com uso de recursos tecnoldgicos, os quais
auxiliam de forma quantitativa o raciocinio clinico da condicdo muscular.
Atualmente, diversos recursos tecnoldgicos estédo disponiveis para suplementar
as avaliagcdes miofuncionais orofaciais. Nesta pesquisa, optou-se por utilizar os
recursos tecnolégicos de eletromiografia de superficie (EMGs), para avaliar a
atividade elétrica dos musculos temporal anterior, masseter e regido supra-
hioidea, assim como as funcfes de mastigacdo e degluticdo, e 0 instrumento
lowa Oral Performance Instrument (IOPI), para avaliagcdo da presséao de lingua.

Estas avaliagOes serédo descritas detalhadamente na sequéncia.
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2.4.1 Avaliacéo instrumental

2.4.1.1 Eletromiografia de superficie

A EMGs constitui-se uma técnica ndo invasiva que registra a atividade
elétrica do musculo esquelético gerada pela somatéria dos potencias de acao
das unidades motoras; desta forma, fornece informacfes como padrdo de
ativacdo muscular e estratégias de controle do sistema neuromuscular (RIGLER
et al., 2007; MERLETTI et al., 2009). Tais informag¢des sao de grande utilidade
para o estudo do desenvolvimento humano para diversas areas como
reabilitacdo, medicina do esporte, ergonomia, fisioterapia, cinesiologia,
fonoaudiologia, odontologia e neurofisiologia (OOTAKI et al., 2004; HANAWA et
al., 2008; SANTANA-MORA et al., 2009; MERLETTI et al., 2009; GOBBIS et al.,
2021; ROCHA et al., 2021; SOUZA et al., 2021).

A atividade muscular orofacial pode ser investigada pela EMGs. Os
eletrodos, posicionados na superficie da pele, tais como observados na figura 2,
captam o somatorio dos potenciais de acdo das fibras musculares das suas
imediacdes. Embora apresente a vantagem de ser uma técnica nao invasiva e
indolor, existem limitacbes que devem ser compreendidas para sua correta
utilizacédo, tais como a colocacdo adequada dos eletrodos, devido a relagcdo com
a interferéncia da captacéo elétrica de musculos vizinhos, efeito conhecido como
crosstalk e o tipo de fibra muscular ativada (BASMAJIAN & DE LUCA, 1985; DE
LUCA, 1997).

Iniciativas como o Surface Electromyography for the Non-invasive
Assessment of Muscles (SENIAN) e International Society of Electromyography
and Kinesiology (ISEK) propbem padrdes de procedimentos como a colocacao
de eletrodos e processamento do sinal a serem seguidos pelo meio cientifico nos
estudos que utilizam eletromiografia como ferramenta. Essas condutas visam
uniformizar as pesquisas na area, tornando seus resultados consistentes e
reconhecidos (HERMENS et al., 2000).

A EMGs representa um importante marcador no interesse da
Fonoaudiologia sobre as condi¢cdes musculares, sobretudo quanto a fadiga (DA
SILVA et al., 2012), mostrando que atividades musculares fatigantes promovem

mudancas do sinal eletromiogréfico que se caracterizam pelo decréscimo do
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espectro da frequéncia mediana e média (HUMMEL et al., 2005; MERLETTI,
2010). E consenso na literatura que a investigacdo sobre a frequéncia mediana
€ uma ferramenta importante na avaliacdo das mudancas fisioldgicas da fadiga
muscular (DE LUCA, 1997; GOTOUDA et al., 2007; DA SILVA et al., 2012;
GHOSH, 2012; BUSANELLO-STELLA et al., 2015). Esta frequéncia mediana
pode ser alcancada por meio da decomposicdo espectral dos sinais
eletromiograficos (DA SILVA et al., 2012).

Figura 2 — Avaliagdo de EMGs sendo realizada durante mastigacao

Momento de avaliacdo dos musculos masseteres e temporais anteriores durante mastigacao.

Fonte: O autor.

2.4.1.2 lowa Oral Performance Instrument

O lowa Oral Performance Instrument (IOPI) é considerado padrao-ouro
para aferir de forma objetiva a pressdo e a resisténcia muscular da lingua
(TRAWITIZKI; BORGES; GRECHI, 2016). Adams et al. (2013) atestaram que ha
evidéncia suficiente para suportar o uso do IOPI como uma ferramenta confiavel
para avaliacdo da forca e da resisténcia muscular da lingua. Deve-se ressaltar
gue na literatura internacional nos estudos em que o IOPI foi utilizado como
instrumento de mensuragdo, tanto o termo pressdao quanto forca s&o
encontrados. Na presente pesquisa, sera adotado o0 termo pressao,
considerando que a unidade de medida do IOPI € em quilopascal (KPa), o que
significa a relacéo entre determinada forca e sua area de distribuicdo (INMETRO,
2012).

O IOPI € um aparelho portatil que consiste em um transdutor de presséo
conectado a um bulbo preenchido de ar, que deve ser pressionado pela lingua
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do individuo contra o palato duro. A mudanca de pressdo gerada pelo
pressionamento do bulbo é captada pelo aparelho e visualizada em sua tela de
LCD (JUNIOR et al., 2014). Seu uso padrao é para afericio da pressio da lingua
no movimento de elevacao (figura 3). No entanto, alguns pesquisadores utilizam
adaptacdes junto ao bulbo para uso do instrumento na medicdo da forca
muscular de labios e bochechas e da lingua nos movimentos de lateralizacéo e
protrusdo (SOLOMON et al., 2008; CLARCK & SOLOMON; 2012; PRANDINI et
al., 2015).

Pesquisas realizadas com o IOPI revelam algumas divergéncias,
principalmente quando os dados de pressao de lingua séo analisados quanto ao
sexo e idade. Prandini et al. (2015) referem que ndo ha consenso na literatura
em relacdo a influéncia do sexo na pressdo da lingua. Os estudos que
encontraram valores maiores para 0s homens atribuem os achados as
diferencas anatdbmicas entre 0s sexos, ja que o masculino apresenta maior
massa muscular, além da influéncia de fatores como altura e peso (STIERWALT
& YOUMANS, 2007; TRAWITIZKI et al., 2011; VANDERWEGEN et al., 2013;
PRANDINI et al., 2015). Nos estudos de Vitorino (2010) e Junior et al. (2014) ndo
foram encontradas diferencas no que se refere ao sexo. Clarck e Solomon (2012)
encontraram diferencas entre 0s sexos no que se refere a presséo de labios e
bochechas.

Em relacdo a influéncia do fator idade, somente estudos contendo
amostras com ampla variagcéo de idade verificaram relacao negativa significativa
entre pressédo de lingua e idade. Individuos com idades mais avancadas tendem
a apresentar valores menores de pressao de lingua quando comparados a
individuos jovens (CLARK & SOLOMON, 2012; VANDERWEGEN et al., 2013;
JUNIOR et al., 2014). No estudo de Vanderwegen et al. (2013), realizado com
adultos de diferentes faixas etarias, a resisténcia muscular se manteve estavel.

Figura 3 — Instrumento IOPI durante avaliacdo da pressao de lingua
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Momento de avaliacdo com instrumento IOPI.
Fonte: O Autor.
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3 JUSTIFICATIVA

Em momento anterior, parte deste grupo de pesquisa ja esteve reunida
para caracterizar aspectos audioldgicos na Ol. Este estudo anterior foi uma
dissertacdo de mestrado neste programa de poés-graduagcdo e dois artigos
cientificos publicados com repercussao internacional (OTAVIO, 2018; OTAVIO
etal., 2019; OTAVIO et al., 2020). Neste percurso, a autora assumiu cargo como
fonoaudidloga na Faculdade de Odontologia da Universidade Federal do Rio
Grande do Sul (UFRGS). Ao pesquisar sobre as alteracdes oromiofuncionais na
patologia em que ja atuava como audiologista, observou grande lacuna na
literatura consultada.

Na literatura pesquisada até o0 momento, apenas um estudo considerou
especificamente o sistema estomatognatico na Ol. Pesquisadores poloneses
avaliaram a frequéncia dos disturbios de succ¢do, degluticdo e de fala em
criancas e adolescentes com Ol. Este Unico estudo, no entanto, ndo utilizou
avaliacdes objetivas para caracterizar esta populagéo, foram aplicadas apenas
entrevistas, fotos e uma avaliagéo clinica (SMOLAG; KULESA-MROWIECKA,;
SULKO, 2017). Os proprios autores sugerem estudo com avaliagbes objetivas
nesta populacéo.

Intervencdes visando aumento de massa muscular mostraram resultados
encorajadores em modelos animais com Ol e constituem area importante de
pesquisas futuras. Contudo, para que estudos de intervencéo sejam propostos,
faz-se necessario caracterizar a populacéo. Além disso, ha baixa consciéncia da
ocorréncia e das repercussfes de disturbios no sistema estomatognatico em
criancas e adolescentes. Tanto os pacientes acometidos pela doenca, como as
equipes que os gerenciam tém o foco do tratamento ainda na reducéo de fraturas
e possibilidade de deambulacdo. Assim, sdo importantes tanto o diagndstico
destas alteracdes, como as atividades de promocao e prevenc¢ao de saude sobre
as complicagbes em decorréncia de tais comprometimentos em funcdes
primordiais a vida.

Considerando que ha raros estudos sobre alteragdes miofuncionais na Ol
e que o tratamento da Ol requer colaboracédo entre diferentes especialistas para
obter diagndsticos abrangentes e a terapia seja ajustada para as necessidades
e melhora da qualidade de vida dos pacientes, faz-se relevante este estudo para
identificar as alteracdes dos aspectos morfofuncionais e eletrofisiolégicos nesta
populacao.
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4 HIPOTESES

A hipotese nula desta pesquisa pressupfe que ndo ha alteragdes do
sistema estomatognético na populagdo de criancas e adolescentes com Ol.
A hipotese alternativa assume que ha alteracbes do sistema

estomatognatico na populacéo de criangas e adolescentes com Ol.
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5 OBJETIVOS

5.1 OBJETIVO GERAL

Caracterizar os aspectos morfofuncionais e eletrofisiologicos do sistema

estomatognatico em criancas e adolescentes com diagnoéstico de Ol.

5.2 OBJETIVOS ESPECIFICOS

1. Caracterizar estruturas e fungbes orofaciais em criangas e adolescentes
com diagnéstico de Ol na amostra geral e de acordo com a gravidade;

2. Caracterizar em criancas e adolescentes com diagnéstico de Ol a
atividade elétrica dos musculos temporal anterior, masseter e musculatura
supra-hididea;

3. Caracterizar a atividade elétrica dos musculos masseteres e temporais
anteriores de acordo com o0 padrdo mastigatério em criancas e
adolescentes com diagnéstico de Ol;

4. Verificar se ha simetria muscular e a relagdo desta com a atividade elétrica
dos musculos masseteres e temporais anteriores nas funcdes orofaciais
de mastigacdo em criancas e adolescentes com diagnéstico de Ol;

5. Caracterizar a atividade elétrica dos musculos masseteres e da regiao
supra-hioidea e a pressao exercida pela lingua durante tarefas de presséo
de lingua em criangas e adolescentes com diagndstico de Ol.



32

6 METODOLOGIA

Durante consulta de rotina no Ambulatério de Osteogénese Imperfeita do
HCPA, os participantes e seus responsaveis foram informados do estudo e
convidados a participar deste. Foi realizado o processo de consentimento livre e
esclarecido previsto pela resolucdo 466/12 da Comissdo Nacional de Etica em
Pesquisa (CONEP).

Apoés foi agendada consulta para realizacdo das avaliacdes. Antes do
inicio das avaliacfes, o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE) foi
assinado e, somente apoOs este processo, deu-se inicio aos procedimentos
contemplados na avaliagdo do estudo. Todos os requisitos e orientacdes da
resolucdo n°® 466 de 12 de dezembro de 2012 da CONEP foram atendidos.

O projeto foi previamente analisado pelo Comité de Etica em Pesquisa
(CEP) do Hospital de Clinicas de Porto Alegre (HCPA) e Comisséao de Pesquisas
e Comité de Etica em Pesquisa da Faculdade de Odontologia da UFRGS
estando aprovado (CAAE HCPA 04448218.7.0000.5327 e CAAE UFRGS
04448218.7.3001.5347).

6.1 TIPO E NATUREZA DO ESTUDO (DELINEAMENTO)

Trata-se de estudo analitico, observacional, prospectivo e transversal.

6.2 LOCAL OU CENARIO

O convite para participar desta pesquisa foi realizado no HCPA, durante
consulta de rotina no ambulatério de Ol. Apds o aceite, a coleta de dados de
dados ocorreu na Clinica de Fonoaudiologia e no Hospital de Ensino

Odontolodgico, nas dependéncias da Faculdade de Odontologia da UFRGS.
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6.3 POPULACAO E AMOSTRA

A amostra foi composta por criancas e adolescentes com diagnostico
clinico de Ol e idade entre seis e dezenove anos. Todos os participantes
frequentavam o ambulatério de osteogénese imperfeita do HCPA.

Foram critérios de inclusdo estar na faixa etéria entre seis e dezenove
anos e apresentar diagnostico clinico de Ol. E, para todos 0s grupos, 0s
participantes que preencherem os critérios a seguir foram excluidos: presenca
de histérico de tratamento fonoaudiologico nos ultimos seis meses; histérico de
cirurgia e/ou tumores, traumas na regiao de cabeca e pescoco e participantes
gue desistirem durante as avaliagcbes ou se recusarem a algum dos testes

propostos.

6.4 COLETA E PROCESSAMENTO DOS DADOS

Aqueles que manifestaram interesse foram contatados para agendamento
de uma triagem, a fim de verificar o preenchimento dos critérios de inclusédo e de
exclusdo. Apés a triagem, os participantes que preencherem os critérios de
elegibilidade passaram por uma anamnese, a fim de verificar aspectos
sociodemograficos e pelas seguintes avaliacbes, as quais serdo descritas

detalhadamente em itens abaixo (Figura 4).

. Avaliacédo odontoldgica;
. Avaliacao clinica miofuncional orofacial;
. Avaliacao eletromiografica da musculatura facial;

. Avaliagéo com IOPI.



Figura 4 - Fluxograma da coleta de dados
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llustracdo da logistica até os momentos de coletas de dados para o estudo.

Fonte: O autor.

6.5 AVALIACAO ODONTOLOGICA

A avaliagéo odontoldgica foi composta por exame clinico. O exame clinico
odontoldgico incluiu a avaliagdo da classificacdo de oclusdo, overbite, overjet,
apinhamento dentario, mordida aberta, mordida cruzada, forma de arco e
presenca de dentinogénese imperfeita (DI). Foi considerada DI presente se, pelo

menos, um dente estivesse opalescente ou de cor cinza, marrom ou amarela.

6.6 AVALIACAO MIOFUNCIONAL OROFACIAL

Para avaliacao clinica dos aspectos miofuncionais, foi utilizado o protocolo
Avaliacdo Miofuncional Orofacial com Escores (AMIOFE) (ANEXO 1) (FELICIO
& FERREIRA, 2008). S&do quatro aspectos avaliados: a aparéncia e condicdo
postural/postura das estruturas, a mobilidade, as funcBes orofaciais e a

funcionalidade da ocluséao.
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No item aparéncia e condicdo postural/postura das estruturas, sao
julgados labios, mandibula, bochechas, face, lingua e palato, os quais podem
receber escores de 3 (normal) a 1 (alteracao grave). Na mobilidade, acées como
protruir, retrair, lateralizar, elevar, abaixar, inflar, sugar e retrair as estruturas dos
labios, lingua, mandibula e bochechas recebem pontuacdo de acordo com o
desempenho, que é classificado em preciso (escore 3), falta de precisdo/tremor
(escore 2) e inabilidade grave (escore 1).

A funcdo de respiracdo recebe escore de 3 (respiragdo nasal) a 1
(respiracéo oral severa). A degluticdo recebe atencdo em itens especiais como
avaliac@o especifica do comportamento dos labios, da lingua, outros sinais de
alteracao e eficiéncia da funcado. O melhor escore no item degluticdo € 16 e 0
pior 4. A avaliacdo da degluticdo ocorre com liquido fino, sendo utilizado agua,
ofertada em um copo de 100ml e também com sélido, biscoito Bono®, alimento
também utilizado para avaliar a mastigacéo. Esta € computada quanto a incisao,
tipo, anteriorizada ou néo realiza a funcdo e outros comportamentos e sinais de
alteracéo. A melhor pontuacéo € dez e a pior dois. Nas funcdes de mastigacao
e degluticdo, as instrugdes que o paciente recebe sao “Beba esta agua como
vocé faz habitualmente” e “Coma este biscoito como vocé faz habitualmente”.
N&o ha interferéncia do avaliador na forma como o paciente desempenha as
funcdes.

A funcionalidade da oclusdo afere os movimentos de abertura,
fechamento, lateralidade, guias de desocluséo, interferéncias oclusais e ruidos.
Além das medidas verticais — trespasse horizontal e distancia interincisal,
transversais — desvio de linha média e lateralidades direita e esquerda e
horizontais — trespasse horizontal e protrusdo. As medidas séo aferidas com uma
régua ou paquimetro. Neste estudo, optou-se por utilizar um paquimetro digital,
marca Digimess®. Foram tomadas trés medidas de cada item e uma média das
aferigOes foi o resultado tabulado. Este item, no entanto, ndo computa escores

no protocolo.
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Durante toda a andlise oromiofuncional, o paciente permaneceu sentado,
com uma camera filmadora posicionada em um tripé a cerca de 1m do paciente,
com os pés apoiados ao solo, enquanto era aplicado o protocolo.

6.6.1 Instrumentos na avaliagcdo da musculatura orofacial

6.6.1.1 Eletromiografia de Superficie

Para este estudo, a pesquisa do sinal eletromiografico muscular foi obtida
com o equipamento Miotec®, software Miotool, de quatro canais analdgicos de
entrada, conversor A/D de 14 bits de resolucado na aquisi¢ao de sinais de EMGs,
isolamento elétrico de 5.000 volts, capacidade de aquisicdo maxima de 2000
amostras/segundo/canal, e possibilidade controle de filtros passa alta, passa
baixo e notch. Foi utilizado filtro passa alta de 20Hz e passa baixa de 500Hz. Os
sinais foram coletados e salvos em computador portétil, sem conexao com a rede
elétrica, a fim de evitar a interferéncia desta no sinal eletromiogréfico.

Seguindo a padronizacao internacional (MERLETTI, 1999; HERMENS et
al., 2000) para a captacao do sinal eletromiogréafico, foram utilizados sensores
ativos com entrada diferencial da Miotec, ligados aos eletrodos superficiais ativos
com configuracao bipolar de eletrocardiograma pediatrico ou adulto Ag/AgCl/gel
sélido adesivo descartaveis da Kendall™. Os eletrodos, em formato de disco,
possuiram distancia fixa de 20 mm entre os mesmos (BUSANELLO-STELLA,
2014), gel condutor em quantidade fixa e colocada pelo fabricante.

Conforme as recomendacOes da literatura, os eletrodos foram colados
nos ventres dos musculos masseteres direito (MD) e esquerdo (ME), nos ventres
anteriores dos temporais direito (TD) e esquerdo (TE) (Figura 2), bem como na
regido supra e supra-hididea (BASMAJIAN & DE LUCA,1985; DE LUCA, 1997).

Com o intuito de evitar interferéncias eletromiogréaficas, foi colocado,
também, o eletrodo de referéncia ligado ao fio terra, na regido do processo
estiléide da ulna e do radio, no pulso dos participantes. Para diminuir a
interferéncia da impedancia oferecida pela pele, esta foi previamente preparada,
realizando-se a limpeza nos locais de colocacao dos eletrodos com alcool etilico
70% e algoddo (CRAM; KASMAM; HOLTZ, 1998). O local das coletas também

foi tratado com o objetivo de minimizar interferéncias, foi colocado no chdo um
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tapete de borracha e houve o cuidado de distanciar e desligar equipamentos
eletrénicos, como o smartphone, que poderiam interferir eletromagneticamente
na avaliacdo (DE LUCA, 1997).

llustracéo dos pontos onde os eletrodos devem ser colados sobre a pele.

Fonte: Software MiotecSuite.

Os musculos mastigatérios, masseteres (MD, ME) e temporais (TD,TE),
foram avaliados mediante protocolo descrito por Santos et al., (2013) o qual
propfe uma situacdo de isotonia (mastigacdo), uma tarefa de maxima
intercuspidacao durante cinco segundos e também a realizacdo da normalizacao
do sinal eletromiografico. Os comandos verbais para as tarefas sdo descritos na
sequéncia.

O sinal eletromiografico para os musculos masseteres e temporais
anteriores foi normalizado pela contracéo voluntaria maxima (CVM), considerada
como 100% de atividade elétrica muscular. A coleta da CVM foi realizada de
acordo com Pernambuco, Cunha e Justino (2013):

a) repouso durante pelo menos dez segundos, a partir do comando verbal “Fique
parado sem mexer ou apertar os dentes”;

b) contracdo voluntaria maxima durante cinco segundos por trés vezes, com
intervalo de repouso por 10 segundos entre cada contracdo — para esta prova, o
participante foi treinado previamente a realizar o apertamento dentario durante o
tempo estipulado. Ademais, o comando verbal para esta prova foi “Aperte os
dentes com a maior forga que puder”, juntamente com estimulos verbais para a
manutencao do apertamento dentario como “Aperta, aperta, aperta”.

Para a tarefa de mastigacéo, as instrucdes foram as seguintes:
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a) mastigacado com biscoito Bono® - esta prova foi realizada com este alimento,
uma vez que este é o alimento validado pelo protocolo AMIOFE, utilizado neste
estudo para avaliar as fungdes orofaciais (FELICIO & FERREIRA, 2008). Os
participantes foram orientados com o seguinte comando verbal: “Mastigue como
vocé faz em casa”. Apos repouso de dois minutos, foi orientada a mastigacéo
apenas no lado direito. Os participantes receber&o outro biscoito e o seguinte
comando verbal: “Mastigue apenas do lado direito”. Durante a tarefa, a avaliador
repetira algumas vezes “apenas do lado direito”, enquanto sinaliza com o brago
qgual é o lado direito. Apos repouso de dois minutos, foi orientada a mastigacao
apenas no lado esquerdo. Os participantes receberam outro biscoito e o0 seguinte
comando verbal: “Mastigue apenas do lado esquerdo”. Durante a tarefa, a
avaliador repetiu algumas vezes “apenas do lado esquerdo”, enquanto sinaliza
com o bragco qual era o lado esquerdo. Para analise e leitura do sinal
eletromiografico da tarefa de mastigacdo, o intervalo selecionado foi entre a
primeira incisdo e a ultima degluticao.

Para a musculatura elevadora da lingua (regido supra-hioidea), o sinal
eletromiografico para os muasculos masseteres foi normalizado pela CVM,
considerada como 100% de ativacdo elétrica muscular. A coleta para os
musculos masseteres foi realizada de acordo com Pernambuco, Cunha e Justino
(2013) e as instrugdes foram as seguintes:

a) normalizacdo do sinal eletromiografico dos musculos supra-hiodeos —
inicialmente, foi realizado um repouso durante pelo menos dez segundos, a partir
do comando verbal “Fique parado sem mexer o rosto”. Em seguida, o
participante realizou uma degluticdo incompleta de saliva durante cinco
segundos. Foi repetida trés vezes, com intervalos de dez segundos. Houve um
treinamento prévio;

b) degluticdo de liquido continua: foi solicitado que o participante degluta 100ml
de forma continua e habitual.

c) degluticdo de liquido com volume confortavel: degluticdo de 5ml de 4gua em
temperatura ambiente em Unico gole. O participante recebeu a seguinte
instrugado: “Coloque toda esta agua na sua boca. Segure e engula quando eu
disser”. A tarefa foi repetida trés vezes com intervalos de dez segundos;

d) degluticdo de saliva: foi solicitado que a saliva seja deglutida por trés vezes.

O participante recebeu a seguinte instrugédo: “Segure a saliva na boca e engula
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quando eu disser”. A tarefa foi repetida trés vezes com intervalos de dez
segundos.

Para analise e leitura do sinal eletromiografico da tarefa de degluticdo de
liquido continua, foi considerada % da CVM de todo o intervalo correspondente
a degluticdo de todo o volume do liquido. Para a degluticdo de liquido com
volume confortavel foi considerado o intervalo de dois segundos que
compreende o pico do sinal eletromiogréafico, que € a representacao grafico da
degluticdo. Foi registrada o % da CVM com o sinal eletromiografico normalizado
(PERNAMBUCO; CUNHA; JUSTINO, 2013).

6.6.1.2 lowa Oral Performance Instrument

Durante a avaliacdo o0s sujeitos permaneceram sentados em cadeira
confortavel, com pés apoiados e cabeca paralela ao plano horizontal. A presséo
de lingua foi avaliada por meio do pico de pressdo maxima exercida sobre o
bulbo do instrumento lowa Oral Performance Instrument (IOPI Medical LLC,
Redmond, WA, EUA, Modelo 2.3).

Para avaliacdo da pressao e resisténcia da lingua, conforme estudo de
Prandini et al. (2015), o bulbo foi posicionado na cavidade oral, seguindo critérios
de biosseguranca, e os individuos o pressionaram o maximo possivel por dois
segundos. Trés medidas foram tomadas para cada prova, com intervalo de
descanso de um minuto entre elas. Para posterior analise, foram considerados
0s maiores valores de obtidos em cada uma das provas de pressdo, somente
para a prova de degluticdo foi utilizado o valor médio dos trés momentos. As
seguintes provas foram realizadas:

. Méaxima Elevacéo da Lingua: elevar a lingua em direcdo a papila incisiva
e pressionar o bulbo posicionado nessa regido. Apos o bulbo ser posicionado na
regido da papila incisiva do participante pelo avaliador, aquele recebeu a
instrugdo: “Pressione o baldo de ar com a ponta da sua lingua o maximo
possivel, conforme mostrei anteriormente”. Apds dois segundos, o avaliador
sinalizou que deveria cessar a pressao. Esta sequéncia foi repetida trés vezes

com intervalo de um minuto entre cada repeticao;
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. Méaxima Elevacdo do Dorso da Lingua: elevar o dorso da lingua em
direcdo ao palato e pressionar o bulbo posicionado nessa regido. Apos o bulbo
ser posicionado na regido do palato sobre o dorso da lingua do participante pelo
avaliador, aquele recebeu a instrucéo: “Pressione o baldo de ar com o meio da
sua lingua o maximo possivel, conforme mostrei anteriormente”. Apds dois
segundos, o avaliador sinalizou que deveria cessar a pressao. Esta sequéncia
foi repetida trés vezes com intervalo de um minuto entre cada repeticao;

. Degluticao: deglutir saliva de forma habitual, com o bulbo posicionado na
regido da papila incisiva. Ap6s o bulbo ser posicionado na regido da papila
incisiva do participante pelo avaliador, aquele recebia a instrugdo: “Engula a
saliva”. Esta acao foi repetida trés vezes com intervalo de um minuto entre cada

repeticao.

6.7 ANALISE ESTATISTICA

Trata-se de estudo descritivo, em que o tamanho amostral foi definido por
conveniéncia. Foram incluidos os participantes que realizaram consulta no
ambulatério de Ol no periodo de junho de 2019 a junho de 2020.

Entretanto realizou-se uma estimativa de tamanho amostral considerando
gue a populacao alvo deste estudo foi constituida por 70 criancas e adolescentes
registrados no Centro de Referéncia no HCPA na Rede Brasileira de
Osteogénese Imperfeita. Sobre este grupo foram observados 67,14% (n=47)
com Ol tipo | (grupo 1 —forma leve de Ol) e 32,85% (n=23) com Ol tipos 3,4 e 5
(grupo 2 — forma moderada a grave de Ol). A determinacdo do tamanho de
amostra tomou como base as estimativas de prevaléncias observadas nos dois
grupos de doencas [Tipo 1 vs. Outros tipos]. O céalculo amostral, considerou um
nivel de significancia de 5% (a) e um erro amostral (d) de 0,16, resultando em
um tamanho amostral de 22 investigados. Dado que a doenca é considerada
rara, sendo observadas taxas de 1:15.000 a 1:20.000 nascimentos (FORLINO et
al., 2011), aplicou-se a formula para corre¢do de populagéo finita [nc = N/(n +

(N-1))], o que resultou em um tamanho minimo de amostra de 22 casos,
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implicando em 15 casos no grupo com Ol tipo 1 e de 7 casos no grupo om 0s
outros tipos de OI (3, 4 e 5).

Tabela 1 — Estimativas de tamanho de amostra, ajustados para uma populacéo
de 70 casos para uma significancia de 5%
Parametros para céalculo de

Tamanhos de amostra estimados

amostra
n tipo de Ol
n Grupo 1 Grupo 2
d Erro amostral - n N ajustada (Ol %po Ol Tipops 346

1) 5)
0,050 338,40 0,172 58,1 39,0 19,1
0,070 172,65 0,290 50,0 33,6 16,4
0,090 104,44 0,404 42,2 28,3 13,8
0,100 84,60 0,456 38,6 25,9 12,7
0,120 58,75 0,548 32,2 21,6 10,6
0,150 37,60 0,657 24,7 16,6 8,1
0,160 33,05 0,686 22,7 15,2 7,4
0,180 26,11 0,736 19,2 12,9 6,3
0,200 21,15 0,776 16,4 11,0 5,4
0,220 17,48 0,809 14,1 9,5 4.6

n tamanho de amostra bruto
d Erro amostral

nc: correcdo para populacao finita
n ajustada: tamanho de amostra ajustado a populacéo (n=70)

A fim de responder aos objetivos do estudo, os dados foram tabulados no
SPSS®, versdo 20.0 para Windows®. Para todos os testes empregados neste
trabalho, foi considerada uma significancia de 5%, ou seja, a hip6tese nula foi
rejeitada quando p-valor foi menor ou igual a 0,05.

A apresentacdo dos resultados ocorreu por meio das distribuicdes
absoluta e relativa (n - %), bem como, pelas medidas de tendéncia central (média
e mediana) e de variabilidade (desvio padrdo e amplitude) e com o estudo da
distribuicdo de dados pelo teste de Kolmogorov Smirnov. A comparacao das
variaveis continuas entre dois grupos independentes ocorreu pelos testes t-
Student e de Mann Whitney. O teste t-Student, para grupos independentes, é um
teste paramétrico, a ser empregado quando a distribuicéo for normal. O teste de
Mann Whitney é um teste ndo-paramétrico alternativo ao teste t-Student para
comparar médias de duas amostras independentes. A Unica condigdo

necessaria ao seu emprego é que as amostras sejam independentes e
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aleatérias, e que as variaveis em analise sejam numéricas, continuas ou
ordinais.

Quando a comparagao ocorreu entre trés ou mais grupos independentes,
foi aplicada a Analise de Variancia One Way — Post Hoc Tukey ou Bonferoni.
Nas situacfes nas quais a variavel a ser comparada tenha apresentado
distribuicdo assimétrica, foi utilizado o teste de Kruskall Wallys — Post Hoc Dunn,
de Variancia One Way.

A Variancia One Way ou ANOVA One Way pode ser utilizada para
analisar situacfes nas quais existam diversas variaveis independentes. Os
testes post hoc consistem em comparagcdes em pares planejadas, que objetivam
comparar todas as diferentes combinacdes dos grupos testados. A correcao de
Bonferroni sera aplicada quando for necessario controlar o erro de conjunto, para
assegurar que o erro do Tipo | acumulado fique abaixo do especificado (0,05).

Relacfes de linearidade serdo estimadas pelo coeficiente correlacéo de
Spearman: uma estatistica ndo paramétrica, que pode ser utilizada quando os
dados violam suposicbes paramétricas. Os dados foram classificados e a
equacao de Pearson foi aplicada.

6.7.1 Tratamento dos dados eletromiograficos

Os valores das provas eletromiograficas foram normalizados e foram
obtidos os valores percentuais tomando como base o valor da CVM como 100%
(NASCIMENTO et al., 2013; PERNAMBUCO et al. 2013). Ap6s a normalizacéo
do sinal eletromiogréfico, foi calculado pelo software automaticamente o valor
médio de ativacdo elétrica em percentual dos pares de musculos direito e
esquerdo.

Para andlise e leitura do sinal eletromiografico da tarefa de maxima
intercuspidacdo durante 5 segundos, foram excluidos o primeiro e o ultimo
segundo e a média (%) da ativacao elétrica do intervalo selecionado de 3
segundos foi registrada. Apos realizou-se a média aritmética das trés repeticdes
e este foi o valor contemplado para analise. Na tarefa de mastigacéo, o intervalo
selecionado foi entre a primeira incisao e a ultima degluticao.

Para andlise e leitura do sinal eletromiogréafico da tarefa de degluticdo de

liguido continua, foi considerada % da CVM de todo o intervalo correspondente
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a degluticdo de todo o volume do liguido. Para a degluticdo de liqguido com
volume confortdvel foi considerado o intervalo de dois segundos que
compreende o pico do sinal eletromiografico, que € a representacdo gréafico da
degluticdo. Foi registrada o % da CVM com o sinal eletromiogréfico normalizado
(PERNAMBUCO; CUNHA; JUSTINO, 2013).

6.8 CONSIDERACOES ETICAS

O estudo foi considerado de risco minimo. Os procedimentos propostos
nesta pesquisa nao foram invasivos e nao provocaram danos ao participante. Os
desconfortos previstos foram alguma sensacao de desconforto com a colagem
dos eletrodos e também poderia haver algum constrangimento ao responder
perguntas pessoais, bem como o tempo dispensado. Os beneficios pela
participacdo no estudo serdo indiretos e incluem o levantamento de evidéncia
cientifica sobre a condicdo da musculatura orofacial na OI, bem como
informacdes importantes para o tratamento de alteracdes em fungdes do sistema

estomatognatico.
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8 CONCLUSOES

Com relagéo ao objetivo geral do presente estudo, conclui-se que 0s aspectos
morfofuncionais e eletrofisiolégicos do sistema estomatognatico em criancas e
adolescentes com diagnostico de Ol foram caracterizados, de forma que a amostra
avaliada neste estudo apresentou alteragbes miofuncionais orofaciais nas estruturas
dos labios, da lingua, das bochechas e na simetria facial, embora os escores no
protocolo AMIOFE tenham indicado valores proximos aos escores da populacéo
saudavel. Além disso, foram observadas adaptacdes nas funcdes estomatognaticas
de degluticdo e mastigacdo, que podem estar comprometidas devido as alteraces
oclusais. Os achados eletrofisioldgicos e de pressdo de lingua complementaram estas
conclusdes, demonstrando esforco muscular a fim de manter a funcionalidade do
sistema neuromuscular durante a mastigacédo. Na avaliacdo da pressao exercida pela
lingua durante tarefas, os resultados divergem dos observados em outros estudos,
porém destaca-se que nenhuma amostra idealmente correspondente foi encontrada.

Com relacdo ao objetivo especifico 1, observou-se em relacdo as estruturas
orofaciais que 54,5% da amostra apresentou alteracdo na postura dos labios, também
54,5% na postura da lingua, 59,1% na aparéncia das bochechas e 72,7% na aparéncia
da face. Na funcdo orofacial de mastigacdo, o padrdo mastigatério unilateral
preferencial foi observado em 54,5% da amostra. Na funcdo orofacial de degluticao,
verificou-se que 40,9% apresentou alteragdo na postura de labio e 59,1% na postura
de lingua durante a degluticdo. O escore total do protocolo AMIOFE foi 90,86 pontos
na amostra total, 91,71 no grupo OIL e 89,14 no OIMG. Assim, o sistema miofuncional
orofacial foi diferente de acordo com a gravidade da Ol, porém essa diferenca nédo
apresentou significancia estatistica (p = 0,185).

Com relacdo ao objetivo especifico 2, os resultados para caracterizagdo da
atividade elétrica dos muasculos temporal anterior e masseter, indicaram que o
percentual de ativacdo muscular durante a tarefa de méaxima intercuspidacéo
aproximou-se da metade da ativacao elétrica durante a tarefa de mastigacéao livre. No
gue tange a musculatura supra-hioidea, observou-se que a ativacao elétrica supra-
hioidea durante degluticdo de saliva e de liquido continuo séo semelhantes e ainda
gue elevada ativacdo do lado direito esta correlacionada a elevada ativacao do lado

esquerdo do par muscular em todas as tarefas avaliadas (p=0,000 em repouso,
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p=0,002 em degluticdo de saliva, p=0,000 em degluticiode 5mL e p=0,000 em
degluticdo continua).

Com relacéo ao objetivo especifico 3, o padrdo mastigatorio ndo demonstrou
influéncia na ativacdo elétrica durante as tarefas de mastigacdo. Com relacdo ao
objetivo especifico 4, os indices de simetria muscular para masseter e temporal
anterior parecem de acordo com os valores de referéncia, porém o desvio padrao e
os valores de minimo e maximo apontam resultados bastante assimétricos. Assim, a
caracterizagdo da atividade elétrica dos musculos temporal anterior e masseter e a
relacdo com o padrdo mastigatorio, bem como a observancia da simetria muscular
permitiu concluir que ha desequilibrio muscular nas criancas e adolescentes com
diagnéstico de Ol, porém nao foi possivel delimitar um padrdo especifico nestas
alteracoes.

Com relacdo ao objetivo especifico 5, observou-se que, durante contracdo
isométrica, a pressao da regido anterior da lingua foi 49kPa e da regido posterior foi
47,82kPa, durante a tarefa de degluticdo de saliva a pressao exercida foi 23kPa.
Também se observou que maior pressao da regido anterior de lingua correlacionou-
se a maior pressao da regido posterior de lingua, porém nao houve correlacdo
significativa entre a capacidade isométrica anterior e posterior da lingua e a presséo
da lingua durante a funcéo de deglutir saliva (p=0,988 para regido anterior e p=0,087
para regido posterior).

Desta forma, o presente estudo observa que a amostra estudada apresentou
alteracbes nos aspectos morfofuncionais e eletrofisiolégicos do sistema
estomatognatico em criancas e adolescentes com diagnéstico de Ol, o que pode
agravar o quadro clinico da Ol e comprometer ainda mais a qualidade de vida desta
populacdo. As principais conclusdes deste estudo também podem ser visualizadas na

forma de figura no APENDICE D.
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9 CONSIDERACOES FINAIS

O estudo ndo apenas atinge seus objetivos propostos, como também se
constitui uma fonte de inovagao nos conhecimentos acerca da Ol. Este foi o primeiro
estudo que se empenhou a explorar o sistema estomatognatico nesta populacdo. A
auséncia de estudos anteriores assim como nos torna inovadores, também nos torna
precursores — e esta ndo € uma tarefa simples.

O sistema estomatognatico contempla fung¢des primordiais a vida e a qualidade
desta. A amamentagcdo no seio materno nos primeiros seis meses de vida, que
predispde a succao, € considerado o melhor alimento do ponto de vista nutricional,
imunoldgico e psicologico, por garantir um contato mais proximo da crian¢ca com a
méae (LEITE; MUNIZ; ANDRADE, 2009). As relagbes sociais envolvem, em geral,
situacbes de alimentacdo, que predispdem a mastigacdo e degluticdo. O modo
respiratorio esta relacionado ao bem-estar, uma vez que a sindrome do respirador oral
se caracteriza por cansaco frequente, sonoléncia diurna, adinamia, baixo apetite,
enurese noturna e até déficit de aprendizado e atencéo (DI FRANCESCO et al., 2004).
Assim, as fungdes orofaciais se constituem como parte primordial de nossas vidas e
merecem receber a atencao. Foi neste sentido que este estudo procurou caracterizar
como desempenham algumas dessas funcdes esta populacao.

A auséncia de um grupo controle para pareamento foi uma limitacdo do
presente estudo. Assim, sugere-se importante seguir o estudo com um grupo controle
pareado por sexo, idade e estatura, para que conclusdes vinculativas possam ser
obtidas. Neste estudo de doutorado, nem todos o0s questionamentos foram
respondidos, contudo os resultados aqui alcancados possibilitam que os estudiosos
do tema e os clinicos atentos recebam informacdes que podem contribuir a ampliagéo

do olhar na pesquisa e na clinica da Ol.
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APENDICE A
TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO
Grupo Estudo - ADULTOS
N° CAAE HCPA 04448218.7.0000.5327; UFRGS 04448218.7.3001.5347
Titulo do Projeto: Caracterizagdo biomecanica da musculatura orofacial na

osteogénese imperfeita

Vocé esta sendo convidado a participar de uma pesquisa cujo objetivo € obter
a caracterizacao biomecanica da musculatura orofacial (como funcionam os musculos
da face) na osteogénese imperfeita. Vocé foi convidado a participar desta pesquisa,
pois possui diagnostico de osteogénese imperfeita. Esta pesquisa esta sendo
realizada pelo Servico de Genética Médica do Hospital de Clinicas de Porto Alegre
(HCPA) em parceria com a Faculdade de Odontologia da Universidade Federal do Rio
Grande do Sul (UFRGS).

Se vocé aceitar participar da pesquisa, os procedimentos serdo realizados na
Faculdade de Odontologia da UFGRS, e os procedimentos envolvidos em sua
participacdo sdo os seguintes: vocé devera responder um questionario com perguntas
sobre aspectos soOcioecondmicos (desempenho na escola, alimentagdo, renda
familiar, atividades fisicas e doencas). Além disso, vocé serd avaliado,
individualmente, por meio de uma avaliacdo odontologica composta por analisar 0s
dentes e estruturas da boca, realizacdo de duas radiografias da regido do rosto,
aplicacdo de um questionario sobre dores ou desconfortos na regido da face;
avaliacdo fonoaudiol6gica composta por aplicacdo de um protocolo em que séo
solicitados alguns movimentos como abrir e fechar a boca, colocar a lingua para fora,
sorrir e outras funcdes, realizacdo de alguns exercicios para os musculos da face
como segurar um exercitador para lingua e para os labios entre os dentes e entre 0s
labios, mascar uma goma de mascar. Durante os exercicios sera realizado uma
filmagem com uma camera que registra a temperatura da face e também o exame de
eletromiografia, no qual serdo colocados no participante alguns eletrodos que sao
conectados a um aparelho que mede a atividade dos musculos. Além disso, sera
posicionado dentro da boca um tubo fino de plastico (parecido com um canudinho
mais comprido) e serd solicitado que ele seja apertado pela lingua, pelos labios e

pelas bochechas para medir a pressdo que a lingua, os labios e as bochechas séo
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capazes de fazer. Também sera consultado o prontuario do paciente na Instituicao
para verificar algumas informacdes sobre a osteogénese.

N&o sdo conhecidos riscos pela participacdo nesta pesquisa. Porém, alguns

desconfortos podem ocorrer, como alguma sensacao de desconforto com a colagem
dos eletrodos. Também podera haver algum constrangimento ao responder perguntas
pessoais. Todos os procedimentos da pesquisa devem durar aproximadamente entre
duas horas a duas horas e trinta minutos.
A participacdo na pesquisa nao trard beneficios diretos aos participantes, porém,
serdo obtidas informagdes a respeito das funcdes orais. Caso seja verificado algum
problema nas avaliacfes, esta informacao sera repassada ao seu meédico assistente,
caso vocé concorde, para que 0 mesmo possa realizar os encaminhamentos
necessarios.

Sua participagdo na pesquisa é totalmente voluntéria, ou seja, ndo é
obrigatéria. Caso vocé decida ndo participar, ou ainda, desistir de participar e retirar
seu consentimento, ndo havera nenhum prejuizo ao atendimento que vocé recebe ou
possa vir a receber na instituicéo.

N&o estd previsto nenhum tipo de pagamento pela sua participacdo na pesquisa e
vocé nao tera nenhum custo com respeito aos procedimentos envolvidos na pesquisa.

Caso ocorra alguma intercorréncia ou dano, resultante de sua participacdo na
pesquisa, vocé recebera todo o atendimento necessario, sem nenhum custo pessoal.

Os dados coletados durante a pesquisa serdo sempre tratados
confidencialmente. Os resultados serdo apresentados de forma conjunta, sem a
identificacao dos participantes, ou seja, 0 seu home nao aparecera na publicacdo dos
resultados.

Caso vocé tenha duvidas, podera entrar em contato com a pesquisadora
responsavel Dra. Témis Maria Félix, pelo telefone (51) 3359-7206, de segundas a
sextas-feiras das 9h as 17h, com a pesquisadora Fonoaudiéloga Andressa Colares,
pelo telefone (51) 3308 5010, ou com o Comité de Etica em Pesquisa do Hospital de
Clinicas de Porto Alegre (HCPA), pelo telefone (51) 33597640, ou no 2° andar do
HCPA, sala 2227, de segunda a sexta, das 8h as 17h, ou com o Comité de Etica em
Pesquisa da Universidade Federal do Rio Grande do Sul (UFRGS), pelo telefone (51)
3308 3738, ou pelo e-mail ética@propesqu.ufrgs.br.
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Esse Termo é assinado em duas vias, sendo uma para o participante e outra

para os pesquisadores.

Nome do participante da pesquisa

Assinatura

Nome do pesquisador que aplicou o Termo

Assinatura

Local e Data:
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APENDICE B
TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO
Grupo Estudo — RESPONSAVEIS
N° CAAE HCPA 04448218.7.0000.5327; UFRGS 04448218.7.3001.5347
Titulo do Projeto: Caracterizagdo biomecanica da musculatura orofacial na
osteogénese imperfeita

A criancga ou o adolescente pelo qual vocé é responsavel esta sendo convidado
a participar de uma pesquisa cujo objetivo € obter a caracterizagdo biomecanica da
musculatura orofacial (como funcionam os musculos da face) na osteogénese
imperfeita. A crianca ou o adolescente pelo qual vocé é responsavel foi convidado a
participar desta pesquisa, pois possui diagnostico de osteogénese imperfeita. Esta
pesquisa esta sendo realizada pelo Servico de Genética Médica do Hospital de
Clinicas de Porto Alegre (HCPA) em parceria com a Faculdade de Odontologia da
Universidade Federal do Rio Grande do Sul (UFRGS).

Se vocé concordar com a participagcdo na pesquisa da crianca ou do
adolescente pelo qual vocé é responsavel, os procedimentos seréo realizados na
Faculdade de Odontologia da UFGRS, e os procedimentos envolvidos na participagao
da crianca ou do adolescente pelo qual vocé é responsavel sdo os seguintes: vocé
devera responder um questionario com perguntas sobre aspectos socioecondmicos
(desempenho na escola, alimentacéo, renda familiar, atividades fisicas e doencas da
crianca ou do adolescente pelo qual vocé é responséavel). Além disso, a crian¢a ou 0
adolescente pelo qual vocé é responsavel sera avaliado, individualmente, por meio de
uma avaliacdo odontologica composta por analisar os dentes e estruturas da boca,
realizacao de duas radiografias da regido do rosto, aplicacdo de um questionario sobre
dores ou desconfortos na regido da face; avaliacdo fonoaudioldégica composta por
aplicacado de um protocolo em que sé&o solicitados alguns movimentos como abrir e
fechar a boca, colocar a lingua para fora, sorrir e outras funcdes, realizacéo de alguns
exercicios para os musculos da face como segurar um exercitador para lingua e para
os labios entre os dentes e entre os labios, mascar uma goma de mascar. Durante 0s
exercicios sera realizado uma filmagem com uma camera que registra a temperatura
da face e também o exame de eletromiografia, no qual serédo colocados no participante
alguns eletrodos que sdo conectados a um aparelho que mede a atividade dos
musculos. Além disso, sera posicionado dentro da boca um tubo fino de plastico

(parecido com um canudinho mais comprido) e sera solicitado que ele seja apertado
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pela lingua, pelos labios e pelas bochechas para medir a pressdo que a lingua, os
labios e as bochechas séo capazes de fazer. Também ser& consultado o prontuario
do paciente na Instituicdo para verificar algumas informacdes sobre a osteogénese.

N&o sédo conhecidos riscos pela participagdo nesta pesquisa. Porém, alguns
desconfortos podem ocorrer, como alguma sensac¢ao de desconforto com a colagem
dos eletrodos. Também podera haver algum constrangimento ao responder perguntas
pessoais. Todos os procedimentos da pesquisa devem durar aproximadamente entre
duas horas a duas horas e trinta minutos.

A participacdo na pesquisa nado trar4 beneficios diretos aos participantes,
porém, serdo obtidas informac¢des a respeito das funcdes orais. Caso seja verificado
algum problema nas avaliacGes, esta informacdo sera repassada ao seu meédico
assistente, caso Vvocé concorde, para que O mesmo possa realizar o0s
encaminhamentos necessarios.

A participacdo na pesquisa é totalmente voluntaria, ou seja, nao é obrigatéria.
Caso vocé decida pela nao participacao da crianca ou do adolescente pelo qual vocé
€ responsavel, ou ainda, desistir da participacdo e retirar seu consentimento, nao
havera nenhum prejuizo ao atendimento que da crianca ou do adolescente pelo qual
vOCcé é responsavel recebe ou possa vir a receber na instituigao.

N&o esté previsto nenhum tipo de pagamento pela participacédo da crianca ou
do adolescente pelo qual vocé é responsavel na pesquisa e vocé nao tera nenhum
custo com respeito aos procedimentos envolvidos na pesquisa.

Caso ocorra alguma intercorréncia ou dano, resultante de sua participacdo na
pesquisa, Vocé recebera todo o atendimento necessario, sem nenhum custo pessoal.

Os dados coletados durante a pesquisa serdo sempre tratados
confidencialmente. Os resultados serdo apresentados de forma conjunta, sem a
identificacdo dos participantes, ou seja, 0 seu nome ndo aparecera na publicacdo dos
resultados.

Caso vocé tenha duvidas, podera entrar em contato com a pesquisadora
responsavel Dra. Témis Maria Félix, pelo telefone (51) 3359-7206, de segundas a
sextas-feiras das 9h as 17h, com a pesquisadora Fonoaudidloga Andressa Colares,
pelo telefone (51) 3308 5010, ou com o Comité de Etica em Pesquisa do Hospital de
Clinicas de Porto Alegre (HCPA), pelo telefone (51) 33597640, ou no 2° andar do

HCPA, sala 2227, de segunda & sexta, das 8h as 17h, ou com o Comité de Etica em
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Pesquisa da Universidade Federal do Rio Grande do Sul (UFRGS), pelo telefone (51)
3308 3738, ou pelo e-mail ética@propesqu.ufrgs.br.
Esse Termo € assinado em duas vias, sendo uma para o participante e outra

para os pesquisadores.

Nome do participante da pesquisa

Assinatura

Nome do responsavel (se aplicavel)

Assinatura do responséavel (se aplicavel)

Nome do pesquisador que aplicou o Termo

Assinatura

Local e Data:
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APENDICE C
TERMO DE ASSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO (TALE)
Grupo Estudo
N° CAAE HCPA 04448218.7.0000.5327; UFRGS 04448218.7.3001.5347
Titulo do Projeto: Caracterizagdo biomecéanica da musculatura orofacial na
osteogénese imperfeita

Para criancas e adolescentes (maiores que 6 anos e menores de 18 anos) e
para legalmente incapaz. O assentimento assinado pela crianga e adolescente
demonstra a sua cooperagcdo na pesquisa e ndo substitui a necessidade de
consentimento informado dos pais e/ou responsaveis.

Estamos convidando vocé para participar de uma pesquisa para entender como
ocorrem 0s movimentos do rosto, especialmente da boca.

Se vocé concordar em participar da pesquisa, sera realizada uma avaliagcdo
dos seus dentes e dos movimentos da boca. Para isso, seréo colocados adesivos no
rosto para medir como ocorre 0 movimento. Nos também vamos colocar um tubo fino
de plastico (parecido com um canudinho mais comprido) para que vocé aperte com a
lingua e com os labios para medir a forga do movimento da boca. Vocé também fara
alguns movimentos como abrir e fechar a boca, colocar a lingua para fora, sorrir e
outras funcdes. Serdo realizados movimentos com auxilio de instrumentos para treinar
a lingua, boca e a bochecha a ficarem fortes (fazendo exercicios). Vamos dar a vocé
uma goma de mascar (chiclete) para observar como vocé masca. Esses exercicios
serdo filmados e guardados para analise apenas dos pesquisadores. Além disso, sera
feito um raio-x do rosto.

Essas avaliacbes demorarédo em torno de duas horas e meia, mas vocé podera
parar por um tempo para descansar.

Vocé poderéa se sentir desconfortavel, porque apos retirar os adesivos, a pele
podera ficar vermelha, mas isso desaparece em pouco tempo. Os resultados desta
pesquisa podem ajudar outras criancas e adolescentes que também possuem a
mesma condi¢cdo que VOCE.

Quando os pesquisadores divulgarem os resultados, o seu nome né&o vai
aparecer nas informages. Mesmo depois de comecar a participar, vocé pode decidir
nao continuar.

Caso vocé tenha alguma davida, pergunte para os pesquisadores ou peca para

0S seus pais ou responsaveis falarem com as pesquisadoras.
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Nome do participante

Assinatura

Nome do pesquisador

Assinatura



APENDICE D

Estruturas e fungdes orofaciais

Foram observadas alteragdes na ocluséio, na postura
dos ldbios, da lingua, do aspecto das bochechas e da
aparéncia da face.

Também ccorreram alteragées na deglutigéo em
relagéic ao comportamento dos labios e da lingua.

Aspectos eletrofisiolégicos
Os achados eletrofisiologicos demonstraram esforgo
muscular a fim de manter a funcionalidade do sistema
neuromuscular durante a mastigagéo.

Entre grupos
Os pacientes com fendtipos moderados e graves
tendem a apresentar mais alteragdes e alteragdes
mais graves.

Consequéncias

Estas alteragdes podem agravar o quadro clinico da
Ol e comprometer cinda mais a qualidade de vida
desta populagéo.

Equipe

O tratamento da Ol requer a colaboragdc entre
diferentes especialistas e diferentes profissdes.
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PROTOCOLO DE AVALIACAO MIOFUNCIONAL OROFACIAL COM ESCORES

(AMIOFE)

Referéncia: Felicio CM, Ferreira CL. Protocol of orofacial myofunctional

evaluation with scores. Int J Pediatr Otorhinolaryngol. 2008;72:367-375.

(validado para criancas).

De Felicio CM, Medeiros AP, de Oliveira Melchior M. Validity of the 'protocol of

oro-facial myofunctional evaluation with scores' for young and adult subjects.
J Oral Rehabil. 2012;39:744-753. (validado para jovens e adultos).

Os dados de identificacdo do cabecalho foram

confidencialidade do participante.

Data da Avaliagéo:

N° identificacé&o:

APARENCIA E CONDICAO POSTURAL/POSICAO

retirados para atender a

Condicao Postural dos Labios Escores
Oclusao normal dos labios Normal (3)
Ocluséo dos labios com Tenséo Atividade aumentada dos ldbios e | (2)

Mm.

Mentalis
Auséncia de ocluséo labial Disfuncéo leve (2)

Disfuncéo severa (2)
Resultado do sujeito avaliado
Postura Vertical da Mandibula Escores
Postural normal Mantém Espaco funcional livre (3)
Oclusao dos Dentes Sem Espaco funcional livre (2)
Boca aberta Disfuncao leve (2)
Excessiva abertura da boca Disfuncao severa (1)
Resultado do sujeito avaliado
Aparéncia das Bochechas Escores
Normal (3
Volume aumentado ou Leve (2)
Flacida/Arqueada Severa (1)
Resultado do sujeito avaliado
Aparéncia da Face Escores
Simetria entre os lados direito e Normal 3)
esquerdo
Assimetria Leve (2)
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Severa (1)
Lado aumentado Direito Esquerdo
Resultado do sujeito avaliado
Posicdo da Lingua Escores
Contida na cavidade oral Normal 3)
Interposta aos arcos dentarios Adaptacéo ou disfuncao (2)
Protruida em excess Q)
Resultado do sujeito avaliado
Aparéncia do Palato Duro Escores
Normal (3)
Largura diminuia (estreito) Leve (2)
Severo Q)
Resultado do sujeito avaliado
MOBILIDADE
DESEMPENH MOVIMENTOS
@) LABIAIS
Protrusd| Retragéo Lateralidade D | Lateralidade E| Escores
0
Preciso (3) (3) (3) (3)
Falta de (2) (2) (2) (2)
precisao/
Tremor
Inabilidade (1) (1) (1) (1)
severa
SOMATORIA MAXIMA=12 Somatéria
DESEMPENH MOVIMENTOS DA
o) LINGUA
Protruir | Retrai| Lateral D | Lateral Elevar | Abaixar | Escores
r E
Preciso (3) (3) (3) (3) (3) (3)
Falta de (2) (2) (2) (2) (2) (2)
precisao/
Tremor
Inabilidade (1) () Q) (1) Q) Q)
severa
SOMATORIA MAXIMA=18 Somatéria
DESEMPENH MOVIMENTOS DA MANDIBULA
@) Abaixar| Eleva| Lateral Lateral E Protruir Escores
r D
Preciso (3) (3) (3) (3) (3)
Falta de (2) (2) (2) (2) (2)
precisao/
Desvio
Inabilidade (1) () () () (1)
severa
SOMATORIA MAXIMA=15 Somatoria

| DESEMPENH

MOVIMENTOS DAS BOCHECHAS
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O Inflar Sugar Retrair Lateralizar o ar Escores
Preciso (3) (3) (3) (3)
Falta de (2) (2) (2) (2)
precisao/
Tremor
Inabilidade (1) () Q) (1)
severa
SOMATORIA MAXIMA=12 | Somatoéria
FUNCOES
Respiracéo Escores
Respiragéo nasal Normal 3)
Respirag&o oronasal Leve (2)
Severa ()
Resultado do sujeito avaliado
Degluticdo: Comportamento dos labios Escores
Ocluséo normal dos labios Sem aparentar esforgo (4)
Ocluséao dos labios com esforco Leve 3)
Moderada (2)
N&o vedam a Cavidade Oral Severa (2)
Resultado do sujeito avaliado
Degluticdo: Comportamento da lingual Escores
Contida na cavidade oral Normal 3)
Interposta aos arcos dentarios Adaptacéo ou disfuncao (2)
Protruida em excess Q)
Resultado do sujeito avaliado
Degluticdo: Outros comportamentos e sinais de alteragcéo
Escores
Movimentacdo da cabeca | Ausente ()
Tensé&o dos Musculos Ausente Q)
Faciais Presente (0)
Escape de alimento Ausente (2)
Presente (0)

Resultado do sujeito avaliado




157

Degluticdo Eficiéncia Item Complementar Escores
Bolo sdlido

N&o repete a degluticdo do mesmo bolo 3
Uma repeticdo (2)
Degluticdes multiplas (2)

Bolo Liquido

N&o repete a degluticdo do mesmo bolo 3)
Uma repeticdo (2)
Degluticdes multiplas Q)
Resultado

Resultado Total da Deglutic&o

Mastigacéo Escores

Morde com dentes incisivos 3)

Morde com dentes posteriors (2)

N&o morde ()

Bilateral Alternada 4)
simultanea (vertical) 3)

Unilateral Preferencial (66% do mesmo lado) (2)
Cronica (95% do mesmo lado) (2)

Anterior (Frontal) Q)

N&o realiza a fungéo N&o tritura (2)

Resultado do sujeito avaliado

Outros comportamentos e sinais de alteragao Escores
Movimentacdo da cabeca ou outras partes do Ausente ()
corpo Presente (0)
Postura alterada Ausente (2)
Presente (0)
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Escape de alimento Ausente Q)

Presente (0)

Resultado do sujeito avaliado

Resultado Total da Mastigacéo

Tempo gasto para ingerir o alimento =

Alimento utilizado =

ANALISE DA OCLUSAO
Classificacdo de Angle

Lado Direito Classe | Classe Il - div 1 Classe Il — div 2 Classe Il
Lado Esquerdo Classe | Classe Il - div 1 Classe Il —div 2 Classe Il

ANALISE FUNCIONAL DA OCLUSAO

[Linha média  |Normal |Desviada para direita= | Desviada para esquerda= |
............... Movimentos _  ...licceieeeen..... Medidas(mm)
Normal Desvio Dor Trespasse Distancia Total
Vertical Interincisal
Abertura D E D
Fechamento D E D

D = direita / E = esquerda

Lateralidade Guiasde | . Interferéncia oclusal
Dor desoclusao Trabalho Balanceio Medida
Direita D |E
Esquerda D |E
D = direita / E = esquerda
Protrusdo | | Movimento Interferéncia | ... ... Meddas _ ...
Dor Desvio Oclusal Trespasse Distancia Total
ssssssssssssmsmssssmsmE horizontal
DJE|DIJE D TE
D = direita / E = esquerda
Ruido na ATM| Abertura | Fechamento | Protrusdo | Lateralidade Direita | Lateralidade Esquerda
Direita
Esquerda
D=Direito
E=Esquerdo

Nome do Examinador

Fonoaudiologo Responsavel

(Reproducéo autorizada pelas autoras, desde que citada a fonte, isto €, as

referéncias do cabecalho).
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ANEXO B

UNIVERSIDADE FEDERAL DO RIO GRANDE DO SUL
FACULDADE DE OCONTOLOGIA

DECLARAGAO DE CIENCIA E CONCORDANCIA COM O DESENVOLVIMENTO DO
ESTUDO

Com o objetivo de atender as exigéncias para obtengao de parecer de Comité de
Etica em Pesquisa envolvendo Seres Humanos, a coordenadora do Nicleo de Servigos
Especializados da Faculdade de Odontologia da UFRGS, Leticia Moreira, declara estar
ciente e de acordo com o desenvolvimento da pesquisa "CARACTERIZACAO
BIOMECANICA DA MUSCULATURA OROFACIAL NA OSTEOGENESE IMPERFEITA"
nas dependéncias da Faculdade, salientando que os pesquisadores deverao cumprir 05
termos da resolucdo 466/2012 do Conselho Nacional de Saude.

_—-..\_\_\ . 2

Andressa Colares da Costa Otavio

Pesquisador Responsavel na Instituigao

D | oz

§ y _.Car:;j,_. rh"ﬁ_‘\.ﬂi’“ﬂ\_\_ e ra
= : Letow 2 vioons
Leticia Moreira

Coordenadora do Nucleo de Servigos Especializados

Porto Alegre, 21 de novembro de 2018.
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ANEXO C
TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZACAO DE DADOS — PESQUISADOR 1

g— J@ HOSPITAL DE r “"m%‘
NER AE CLINICAS t@

PORTO ALEGRE RS

HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE
Grupo de Pesquisa e Pos-Graduacao

TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZACAO DE DADOS

2018-0673/Caracterizacio biomecinica da musculatura orofacial na Osteogénese Imperfeita

O pesquisador do presente projeto se compromete a preservar a privacidade dos pacientes cujos dados
serio coletados em prontudrios e bases de dados do HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE. Concordam,
igualmente, que estas informacdes serdo utiizadas dnica e exclusivamente para execugdo do presente projeto.
As informacbes somente poderao ser divulgadas de forma andnima.

Porto Alegre, 15 de Fevereiro de 2019

OOLARBDRADOR

Impresso do sisberna AGHL-Pesquisa por ANDRESSA COLARES DA COSTA OTAVID em 15/0272019
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ANEXO D

TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZACAO DE DADOS — PESQUISADOR 2

Q HOSFITAL OFE Wﬁ*
urRes e s @

HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE
Grupo de Pesquisa e Pds-Graduacao

TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZAGAO DE DADOS

2018-0673/Caracterizacdo blomecinica da musculatura orofacial na Osteogénese Imperfeita

O pesquisador do presente projeto se compromete a preservar a privacidade dos pacientes cujos dados
serdo coletados em prontudrios e bases de dados do HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE. Concordam,
igualmente, que estas informacdes serfo utiizadas dnica e exclusivamente para execucdo do presente projeto.
As informactes somente poderac ser divulgadas de forma andnima.

Porto Alegre, 19 de Fevereiro de 2019

#amiracic cigrhsirsarbe por
£ JOMAS DE ALMENDA ADDRIIES

COLABCRADDE
1RDAGET T

s eyt o e s ot o A A T, E T
b

Impresso do sistema AGHU-Pesgquisa por ANDRESSA COLARES DA COSTA OTAVIO em 13/02/2019
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ANEXO E
TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZACAO DE DADOS — PESQUISADOR 3

ks e civics D

Syt ]

HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE
Grupo de Pesquisa e Pos-Graduagdo

TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZAGAO DE DADOS

2018-0673/Caracterizagdo biomecanica da musculatura orofacial na Osteogénese Imperfeita

0 pesquisador do presente projetc se compromete a preserver 8 privacidade dos pacientes cujos dados
serdc coletados em prontudnios e bases de dados do HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE. Concordam,
igualmente, que estas informagdes sero utilizadas Unica e exclusivamente para execugSo do presente projeto.
As informagtes somente poderso ser divulgadas de forma andnims.

Farto Alegra, 19 de Feversire de 2018

Impresso da sislema AGHU-Pesquisa por ANDRESSA COLARES DA COSTA OTAVIC am 190202019



163

ANEXO F

TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZACAO DE DADOS — PESQUISADOR 4

urbos ¢ aiics @

=g g g

HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE
Grupo de Pesquisa e Pos-Graduacao

TERMO DE COMPROMISSO PARA UTILIZAGAO DE DADOS

2018-D67 3 Caracterizagdo biomecanica da musculatura orofacial na Osteogénese Imperfeita

O pesquisador do presente projetc se compromete a preservar 8 privacidade dos pacientes cujos dados
serdo coletados em prontuérios e bases de dedos do HOSPITAL DE CLINICAS DE PORTO ALEGRE. Concordam,
igualmente, gue estas informagbes sero ulilizadss Unica & ewclusivamente para execupdo do presente projeto.
As informagdes somente poderdo ser divulgadas de forme andnima.

Porto Alegre, 21 de Fevereire de 2018

Imprases do seiama AliHUsa-Pesquiss por TEMIS MARIA FELIX am 21022018



