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Resumo

Este trabalho buscou mapear o panorama global da anquiloglossia em recém-nascidos por

meio da analise bibliométrica de produgdes cientificas até janeiro de 2023. Para obtengdo dos
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estudos, foi realizada uma busca avangada com os termos “Newborn”, “Ankyloglossia” e seus
sindnimos nas plataformas Pubmed, Embase, Cochrane, Biblioteca Virtual de Saude, Web of
Science e Scopus. Os resultados foram importados para o gerenciador de referéncia Zotero.
Apo6s a remocao das duplicatas e aplicagdo dos critérios de elegibilidade, 431 estudos foram
incluidos na andlise e importados para o software VOSviwer versao 16.18. As palavras-chave
mais citadas na pesquisa foram “Cirurgia” (198) e “Aleitamento” (151), que também
apresentaram forte ligacdo entre si. Dentre os 49 paises pesquisados, os Estados Unidos, o
Reino Unido e a Australia foram os que mais publicaram sobre o assunto, com 107, 44 e 28,
respectivamente. O estudo mais relevante no portfolio estudado foi escrito por Ballard e
colaboradores sob o titulo “Ankyloglossia: assessment, incidence, and effect of frenuloplasty
on the breastfeeding dyad”. A revista “Pediatrics” obteve o maior nimero de citagdes (608) e
ano de 2019 registrou a maior quantidade de artigos sobre a anquiloglossia em recém-
nascidos (44). Os achados deste estudo demonstram que a tematica ligada aos freios orais tem
despertado um interesse crescente na comunidade cientifica e evidenciam a preocupagd@o em
desvendar o impacto real da anquiloglossia na amamentacdo do bebé, assim como a

necessidade de buscar um consenso no diagnéstico em relagdo a indicagdo cirurgica.

Palavras-chave: anquiloglossia, recém-nascido, bibliometria.

Abstract

This study aims to understand the global panorama of ankyloglossia in newborns by means of
a bibliometric analysis of scientific productions up to January 2023. A search was conducted
with the terms "Newborn", "Ankyloglossia" and their synonyms in the Pubmed, Embase,
Cochrane, Virtual Health Library, Web of Science and Scopus platforms. After removing

duplicates and applying the eligibility criteria, 431 studies were included and imported into
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the VOSviwer software. The most cited keywords were "Surgery" (198) and "Breastfeeding"
(151). Among the 49 countries surveyed, the United States published the most on the subject
(107). The most relevant study in the studied portfolio was "Ankyloglossia: assessment,
incidence, and effect of frenuloplasty on the breastfeeding dyad" by Ballard and collaborators.
The journal "Pediatrics" obtained the highest number of citations (608) and year 2019
recorded the most articles about ankyloglossia in newborns (44). The findings of this study
show that the topic linked to oral brakes has sparked a growing interest in the scientific
community, and show the concern in unveiling the real impact of ankyloglossia on the infant's
breastfeeding, as well as the need to seek a consensus in diagnosis regarding surgical

indication.

Keywords: ankyloglossia, newborn, bibliometric.

Introdugao

A lingua ¢ o o6rgdo mais movel do corpo e atua em diversas fungdes no sistema
estomatognatico como suc¢do, deglutigdo, mastigacdo e fala, contribuindo ainda para o
desenvolvimento normal dos dentes e da mandibula ' . No embrido, sua formagdo ocorre a
partir da quarta semana de gestacdo, durante o desenvolvimento de outras estruturas da face.
Nesta fase, a lingua est4 fixada no assoalho bucal mas, & medida que o seu desenvolvimento
ocorre, suas células sofrem apoptose, migrando distalmente para a regido mediana do dorso da

lingua 2.

O frénulo (ou freio) lingual é caracterizado como uma membrana que conecta a parte ventral
da lingua ao assoalho da boca. E uma estrutura dindmica, formada por uma prega mediana em
uma camada de fascia que se insere ao redor do arco interno da mandibula, formando uma

estrutura semelhante a um diafragma no assoalho da boca °. Pode diferir em cumprimento e
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espessura, assim como apresentar variagdes em relagdo ao seu local de insercdo superior

(lingua) e inferior (assoalho).

A anquiloglossia, caracterizada por um frénulo anormalmente curto, constitui-se numa
anomalia oral congénita, que ocorre quando restos remanescentes de tecido permanecem na
face inferior da lingua por apoptose insuficiente durante o desenvolvimento embrionério *.
Tem um carater hereditario e pode ser considerada como resultado da heranca genética

individual, sendo transmitida como um carater autossdbmico dominante °.

Nao existe, na literatura, um consenso em relagdo a prevaléncia da anquiloglossia na
populagio. Em recém-nascidos, as estimativas variam entre 4,2% e 15,5% 8. O mesmo pode
ser dito em relacdo a classificacdo. Alguns métodos foram propostos para definir a gravidade

9-12_ Todavia, ainda falta

da anquiloglossia de acordo com critérios anatdmicos e funcionais
um sistema universalmente aceito para caracterizar os diversos fendtipos relacionados ao

frénulo lingual ' € o seu impacto nas fungdes orais.

Nos primeiros dias de vida, a anquiloglossia tem sido associada a dificuldade de amamentar
devido a queixa materna como dor, fissura mamilar, infec¢do e baixo suprimento de leite. Em
relacdo ao bebé, dificuldades na pega e a mecanica de suc¢do abaixo do ideal podem resultar
em ineficaz transferéncia de leite, mamadas excessivamente longas, ganho de peso

inadequado, sendo um fator de risco para o sucesso da amamentagdo '4-1°,

Embora o procedimento cirurgico pareca conferir melhoras nos resultados de alimentacao e
desconforto materno, a compreensdo de como distinguir bebés com anquiloglossia
significativa e aqueles com outros fatores que afetam o sucesso da amamentagdo € limitado 7.
Desta forma, a indicagdo cirirgica carece de mais embasamento cientifico, uma vez que
existem poucos estudos de alta qualidade sobre o impacto da frenotomia lingual na

amamentacdo '%.
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O método de pesquisa bibliométrica se concentra em analisar a produ¢do cientifica existente
sobre determinados assuntos !° para levantamento do estado da arte e, com isso, auxiliar na
identificacdo do que tem sido publicado e tendéncias para pesquisas futuras. Considerando a
relevancia da tematica este estudo propde o entendimento contemporaneo por meio de uma

revisdo bibliométrica conhecer o panorama mundial da anquiloglossia em recém-nascidos.

Metodologia

Fonte de dados e estratégia de pesquisa

Uma busca avangada foi realizada nas plataformas Pubmed, Embase, Cochrane, Biblioteca
Virtual de Saude (BVS), Web of Science e Scopus utilizando as palavras-chave “Newborn”,
“Ankyloglossia”, assim como seus sinonimos (Quadro 1). A pesquisa foi realizada no més de

janeiro de 2023. Nao houve limitacdo em relagdo a lingua ou ano de publicagdo.

Criterios de elegibilidade e seleg¢do de artigos

Os resultados foram exportados na plataforma Zotero, em formato bibitex, incluindo dados
relevantes como, palavras-chave, resumo e bibliografia. Ap6s a remog¢ao das duplicatas, dois
pesquisadores (LMNN e JMB) iniciaram o processo de selecdo e aplicacdo dos critérios de
elegibilidade por meio da analise do titulo e do resumo com o intuito de selecionar artigos que
abordassem a anquiloglossia em recém-nascidos. Nesta fase, foram excluidos os estudos
realizados em outras faixas etarias, em animais ou com temas nao relacionados aos critérios

estabelecidos inicialmente.

Quadro 1- Estratégia de busca.
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Database

Search strategy

Medline via

Pubmed

#1  ((((((Newborn Infant*[Title/Abstract]) OR (Newborn*[Title/Abstract])) OR (Neonate*[Title/Abstract])) OR
(InfantfMeSH Terms])) OR (Newborn[MeSH Terms]))

#2((((Ankyloglossia*[Title/Abstract]) OR (Tongue Tie*[Title/Abstract])) OR (Partial Ankyloglossia[Title/Abstract])) OR
(Ankyloglossia[MeSH Terms])))

#3 ((((Ankyloglossia*[Title/Abstract]) OR (Tongue Tie*[Title/Abstract])) OR (Partial Ankyloglossia[Title/Abstract])) OR
(AnkyloglossialMeSH Terms]))) AND (((((Newborn Infant*[Title/Abstract]) OR (Newborn*[Title/Abstract])) OR
(Neonate*[Title/Abstract])) OR (Infant{MeSH Terms])) OR (Newborn[MeSH Terms]))

Scopus

#1 ( TITLE-ABS-KEY ( newborn AND infant* ) OR TITLE-ABS-KEY (newborn* ) OR TITLE-ABS-KEY ( neonate* ) )

#2 ( TITLE-ABS-KEY ( ankyloglossia* ) OR TITLE-ABS-KEY ( tongue AND tie* ) OR TITLE-ABS-KEY ( partial AND
ankyloglossia ) )

#3 ( ( TITLE-ABS-KEY ( ankyloglossia* ) OR TITLE-ABS-KEY ( tongue AND tie* ) OR TITLE-ABS-KEY ( partial
AND ankyloglossia ) ) ) AND ( ( TITLE-ABS-KEY ( newborn AND infant* ) OR TITLE-ABS-KEY ( newborn* ) OR
TITLE-ABS-KEY ( neonate* )))

‘Web of

Science

#1 Newborn Infant* (Topic) or Newborn* (Topic) or Neonate* (Topic)
#2 Ankyloglossia* (Topic) or Tongue Tie* (Topic) or Partial Ankyloglossia (Topic)

#3 #1 AND #2

BVS

((recém-nascido) OR (crianca recém-nascida*) OR (lactente) OR (recém-nascido*) OR (neonato*) OR (recém-nascido (rn))
OR (infant) OR (newborn) OR (recién nacido) OR (nouveau-né¢) OR (neonate*)) AND ((ankyloglossia) AND
(anquiloglossia) AND (anquiloglossia parcial) AND (lingua presa) )

Cochrane

# 1 (Ankyloglossia*):ti,ab,kw OR (Tongue Tie*):ti,ab,kw OR (Partial Ankyloglossia):ti,ab,kw
#2 (Newborn*):ti,ab,kw OR (Newborn Infant*):ti,ab,kw OR (Neonate*):ti,ab,kw
#3 #1 AND #2

Embase

#1newborn:ti,ab,kw OR 'toddler'/exp OR 'infant'/exp
#2 'ankyloglossia'/exp OR ankyloglossia:ti,ab,kw
#3 #1 AND #2

Analise bibliométrica

O estudo bibliométrico foi realizado através do software VOSviewer versdo 1.6.18.

Sendo assim, foi possivel conhecer os diferentes aspectos das publicagdes relacionados ao

tema de interesse. Foram analisadas as caracteristicas das publicac¢des, incluindo ano de

publicagdo, paises e autores que mais produziram, além de destacar os principais trabalhos e
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fontes (jornais e revistas) mais citadas que foram dispostas em tabelas, e mapas de rede ou de

sobreposi¢ao.

Para otimizar o entendimento dos resultados e evitar a dispersdo no mapa de termos
com significados proximos, algumas palavras-chaves foram unificadas por area de estudo.
Como exemplo, as palavras frenulectomy, frenulotomy, frenotomy, frenectomy, tongue-tie
division e oral surgery foram substituidas por surgery. O mesmo ocorreu com o termo breast
feed, breast feeding e breastfeed que sera citado apenas como breastfeeding. Este
procedimento também evitou a contagem em duplicidade de palavras-chaves similares
relacionadas no mesmo artigo. A unificacdo foi feita através da ferramenta Thesaurus,

disponivel no VOSviwer.

O mesmo ajuste foi feito em relagdo aos autores, quando o programa classificou um
mesmo pesquisador em dois distintos por constar diferenca da grafia nas publica¢des. Desta
forma, foi feito a unificacdo do nome permitindo que o programa contabilizasse os dados de
forma correta. A observacao destes quesitos nos estudos bibliométricos ¢ de suma importancia

e ignorar esta etapa pode causar um erro grave na interpretagdo dos resultados.

Uma vez que todas as buscas nas bases de dados foram relacionadas as palavras
anquiloglossia e recém-nascidos (assim como 0s seus respectivos sindnimos), € o objetivo
desta pesquisa ¢ justamente conhecer quais as vertentes sobre o tema estdo sendo estudados,
estes termos foram estrategicamente removidos dos resultados, uma vez que todas as outras

palavras mineradas nesta pesquisa estdo intrinsicamente ligadas a elas.

Para verificar a publicagdo cientifica realizada por paises, por co-citagdo e por
periodicos, foram computados apenas os artigos disponiveis na base de dados Scopus, uma
vez que o VOSviwer ndo permite a utilizagdo destes recursos para a base de dados importada

de gerenciador de referéncias. Para tal, um arquivo CSV foi exportado desta base de dados
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contendo os metadados necessarios, sendo posteriormente importadas para o software

VOSviewer para realizagdo da andlise bibliométrica destes parametros.

Foram analisadas as caracteristicas das publicagdes, incluindo palavras-chave e
autores citados, paises, fontes (jornais e revistas) e ano de publicacdo para visualizagdo em

tabelas, em mapas de rede ou de sobreposicao.

Na visualiza¢do de rede, os itens sdo demonstrados por nos e arestas, sendo ainda
classificados em clusters. O n6 é a varidvel pesquisada (palavras-chave, publicagdes,
periodicos, pesquisadores, paises, entre outros). Ja as arestas indicam relagdes entre pares de
nds. O tamanho do n6 e da aresta de um item ¢ determinado pelo seu grau de relevancia. Ou
seja, quanto maior o seu peso, maior sera a aresta e o circulo que denota o item 2°, Clustering
¢ um método para definir itens em grupos por similaridade e detectar itens intimamente

2

associados 2!. Nesses mapas, clusters de itens sdo apresentados por cores diferentes para

representar o grupo ao qual um né foi alocado.

Resultados

A busca inicial nas bases pesquisadas identificou 1.323 artigos, que foram exportados
para o gerenciador de referéncias Zotero. A partir dai, foi realizada a remog¢ao das duplicatas,
restando 675 artigos eleitos para leitura dos resumos. Apds esta fase, 244 artigos foram
excluidos por nao atenderem aos critérios de inclusdo, resultando numa amostra final de 431

artigos selecionado para analise (figura 1).
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Busca inicial nas plataformas Pubmed

(n=365), Embase (n=456), Cochrane

(n=26), BVS (n=23), Web of Science
(n=114) e Scopus (n=339)

1.323 artigos exportados para o
gerenciador de referéncias Zotero

675 artigos selecionados para

: 648 duplicatas removidas
leitura

Leitura e aplicagao dos critérios de
inclusdo

244 artigos excluidos 431 artigos selecionados

Figura 1- Fluxograma de sele¢do dos artigos.

Andlise das publicagoes por ano

A publicacdo mais antiga encontrada data do ano de 1968. Nas duas décadas
posteriores ¢ possivel perceber uma baixa producdo cientifica sobre o assunto (no maximo
uma por ano). Entretanto, em 1990 ocorre um aumento substancial de trabalhos (9),
apresentando uma curva ascendente nos anos seguintes. A partir de 2010 (até dezembro de
2022) foram publicados 326 artigos, resultado numa média aproximada de 25 por ano. Vale

destacar que em 2019 este niimero atingiu o maior pico, com 44 publica¢des (figura 2).
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Figura 2- Visualizacdo de nimero de publicagdes por ano.

Andlise das palavras-chave

O primeiro parametro a ser estudado foi o de co-ocorréncia de palavras chave. Foram
encontradas 300 palavras nos artigos estudados. Através do uso do thesaurus, este nimero foi
reduzido para 154 palavras. Para definir os termos mais relevantes, foram selecionados apenas
aqueles que apareceram ao menos 5 vezes na pesquisa, gerando 27 itens. Sendo assim, a
palavra-chave mais citada no conjunto de publicagdes analisadas foi “cirurgia” (198), seguida
de “aleitamento materno” (151). E possivel visualizar também que esses dois elementos estio

ligados fortemente entre si (Figura 3).
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Figura 3- Visualizacao de Rede das palavras-chave.

O Temo “diagnostico” ocupou o terceiro lugar com 35 citagdes, enquanto o estudo da
“epidemiologia” (26) e a relacdo da anquiloglossia dom “sindromes” (22) foram a quarta e
quinta palavras mais citadas, respectivamente. Na tabela 1 ¢ possivel notar que, entre os 10
dos assuntos mais relacionados com a lingua presa em neonatos, figuram ainda as palavras
“desordem congénita” (16), “dor materna” (6), “fissuras orais” (16), “fala” (15) e “genética”

(14).

Tabela 1 - Visualizacdo das palavras-chave por ordem.

[tem Palavras-chaves Ocorréncias
1 surgery 198
2 breastfeeding 151
3 diagnostic 35
4 epidemiology 26
5 syndrome 22
6 congenital disorders 17
7 maternal pain 16
8 oral clefts 16
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O

speech 15
10 genetic 14

Quando ¢ feita a analise temporal das publicagdes, ficam evidentes no mapa (figura 4)
os clusters em amarelo, mostrando que os temas mais pesquisados atualmente estdo
relacionados ao uso do laser para tratamento da anquiloglossia, a suc¢do do recém-nascido, as
complica¢des da cirurgia e assuntos ligados ao gerenciamento das alteracdes do frénulo

lingual em bebés.
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feeding difficulties
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management
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gengtic

tbx gene
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S breastfeeding
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Ml I
. VOSviewer

2005 2010 2015 2020

Figura 4 - Visualizag¢do de Sobreposi¢cdo das palavras-chave.

Andlise das publicagoes por pais

Esta pesquisa foi realizada na base de dados Scopus e foi conduzida de acordo com os
objetivos definidos neste estudo, revelando 339 artigos. Apos a aplicagdo dos critérios de

exclusdo, 47 artigos foram desprezados, sendo incluidos na pesquisa 292 trabalhos.
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Foi realizada pesquisa para conhecer os paises que mais publicam sobre o tema. A
busca identificou artigo de 55 paises, sendo a maioria destes realizada por pesquisadores dos
Estados Unidos com 84 publicacdes. O segundo lugar foi ocupado pelo Reino Unido (34),
seguido da Australia (25), do Brasil (21) e Canada (13) (figura 5). Entretanto, paises como o
Brasil, Dinamarca, india e Polonia tém sido responséveis pelas publicagdes mais recentes na

area, conforme demostrado na figura 6.
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Figura 5 - Visualiza¢dao de Rede dos paises que mais publicaram sobre o tema proposto.
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Figura 6 - Visualizacdo temporal de Sobreposi¢do dos paises que mais publicaram sobre o

tema proposto.

Andlise dos principais autores em numero de trabalhos e citagoes (pelo conjunto da obra)

A busca realizada encontrou 945 pesquisadores com trabalhos publicados abordando

diversos aspectos da anquiloglossia em recém-nascidos. Para descrever os mais assiduos,

foram selecionados aqueles que publicaram a partir de 3 artigos referentes a tematica. Desta

forma, apenas 24 autores atenderam ao critério de selecdo. Com 6 trabalhos cada, se

destacaram, em primeiro lugar, 2 autores (Geddes DT. e Todd DA). Em seguida, com 4

publicagdes cada, foram encontrados 9 autores (Botzer E; Dollberg S; Douglas PS; Griffiths

DM; Harley EH; Hartmann PE.; Hogan MJ.; Martinelli RLC.; Walsh J), tabela 2.

Tabela 2: Relacdo de autores por trabalhos publicados e citagdes (conjunto da obra).

Autor documentos citacdes
Geddes DT 6 219
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Todd DA 6 123
Botzer E 4 181
Dollberg S 4 181
Douglas PS 4 54
Griffiths DM 4 347
Harley EH 4 63
Hartmann PE 4 191
Hogan MJ 4 189
Martinelli RLC 4 16
Walsh J 4 173

No portfélio pesquisado, o autor com maior nimero de citagdes, pelo conjunto da obra
publicada, foi Griffiths DM que teve seus 4 trabalhos referenciado em 347 artigos, seguido de
Geddes DT, cujos trabalhos (6) foram citados 219 vezes (tabela 2). A figura 7 mostra que os
autores estdo divididos em 4 grandes grupos (clusters), diferenciados por cor, permitindo

visualizar a interagao entre eles.

toddd.a.
ferrésg@mat e.
hogay m.J.
dollerg s.
e griffiths.d.m.
martigelli r.l.c. ot botzer e.
|épez~vi@ez m.a.
<
"/, i rickgil.a.
Al bakgpn..
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Figura 7- Visualizacdo dos autores que mais publicaram sobre o tema proposto.

Analise dos trabalhos mais citados
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Para determinar os artigos mais importantes sobre o assunto de interesse, foram
selecionados aqueles com um minimo de 50 citagdes. Desta forma, 27 trabalhos atenderam ao
critério estabelecido. Na tabela 3 ¢ possivel visualizar que o principal trabalho, com 217
citagdes, foi publicado em 2002 por Ballard J.L. e colaboradores sob o titulo “Ankyloglossia:

assessment, incidence, and effect of frenuloplasty on the breastfeeding dyad”.

A tabela 3 descreve a relagdo dos 10 trabalhos mais referenciados. A maioria deles
avaliou o impacto da cirurgia na amamentac¢ao (1, 3, 4, 5, 7, 10). Temas relacionados a
avaliagdo anatomica e diagnostico da anquiloglossia foram abordados por 5 publicacdes (1, 2,
6, 8, 9). A investigacdo sobre a epidemiologia da lingua presa foi descrita em 2 artigos (1, 6) e

a dificuldade da anquiloglossia na amamentagado foi o tema de outros dois trabalhos (2, 8).

Tabela 3: Relacdo dos 10 trabalhos mais citados.

Numero de
Ordem Referéncia da publicacio citacoes no
Scopus

1 Ballard JL, Auer CE, Khoury JC. Ankyloglossia: assessment, incidence, and 217
effect of frenuloplasty on the breastfeeding dyad. Pediatrics. 2002 Nov;
110(5): 63-69. doi: 10.1542/peds.110.5.e63

2 Messner AH, Lalakea ML, Janelle A, Macmahon K, Bair E. Ankyloglossia: 206
Incidence and associated feeding difficulties. Arch Otolaryngol Head and
Neck Surg. 2000 Jan; 126(1): 36-39. doi: 10.1001/archotol.126.1.36

3 Hogan M, Westcott C, Griffits, M. Randomized, controlled trial of division 170
of tongue-tie in infants with feeding problems. Journal of paediatrics and
child health. 2005 Oct; 41(5): 246-250. doi: 10.1111/.1440-
1754.2005.00604.x

4 Geddes DT, Langton DB, Gollow I, Jacobs LA, Hartmann PE, Simmer K. 145
Frenulotomy for breastfeeding infants with ankyloglossia: Effect on milk

removal and sucking mechanism as imaged by ultrasound. Pediatrics. 2008
Jan; 122(1):188-194. doi: 10.1542/peds.2007-2553

5 Buryk M, Bloom, D, Shope T. Efficacy of neonatal release of 134
ankyloglossia: a randomized trial. Pediatrics. 2011 Jan; 128(2) 280-288.
doi: 10.1542/peds.2011-0077

6 Segal LM, Stephenson R, Dawes M, Feldman, P. Prevalence, diagnosis, and 126
treatment of ankyloglossia: Methodologic review. Canadian Family
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Physician. June 2007; 53(6): 1027-1033. PMID: 17872781

7 Dollberg S, Botzer, E, Grunis E, Mimouni FB. Immediate nipple pain relief 122
after frenotomy in breast-fed infants with ankyloglossia: a randomized,
prospective study. Journal of pediatric surgery. 2006; 41(9): 1598-1600.
doi: 10.1016/j.jpedsurg.2006.05.024

8 Ricke LA, Baker NJ, Madlon-Kay DJ, DeFor TA. Newborn tongue-tie: 118
Prevalence and effect on breast-feeding. Journal of the American Board of
Family Practice. 2005 Oct; 18(1): 1-7. doi: 10.3122/jabfm.18.1.1

9 Jorgenson RJ, Shapiro SD, Salinas CF, Levin LS. Intraoral findings and 93
anomalies in neonates. Pediatrics. 1982; 69(5): 577-582.

10 Berry J, Griffiths M, Westcott C. A double-blind, randomized, controlled 91
trial of tongue-tie division and its immediate effect on breastfeeding.
Breastfeeding Medicine. 2012; 7(3): 189-193. doi: 10.1089/bfm.2011.0030

Analise das Revistas mais citadas

A Pediatrics foi a revista com o maior nimero de citagcdes (608) no portfolio
selecionado. Entre as revistas mais citadas, pode-se ainda destacar as seguintes: Journal of
Human Lactation (n=410), International Journal of Pediatric Otorhinolaryngology (n=365),
Journal of Paediatrics and Child Health (n=274), Breastfeeding Medicine (n=243), Journal of
Pediatric Surgery (n=150), Canadian Family Physician (n=132), Archives of Disease in
Childhood: Fetal and Neonatal Edition(n=130), Journal of the American Board of Family
Practice (n=127), Otolaryngology - Head and Neck Surgery (n=127), conforme demostrado

na figura 8.
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Figura 8- Visualizacdo dos 10 periddicos mais citados.

Discussao

Esta ¢ a primeira andlise bibliométrica sobre o panorama global da anquiloglossia em
recém-nascidos que se tem conhecimento. A primeira publica¢do identificada na busca foi
registrada no final da década de 60 ?* e abordou o papel do fonoaudidlogo na indicag¢do de
frenulotomia em casos de anquiloglossia. Nesta €época, o assunto ndo era tdo estudado
apresentando, no maximo, uma publicagdo por ano. Esta realidade comegou a mudar em
1990, quando foram registrados nas bases pesquisadas 9 trabalhos. Desde entdo ¢ possivel
notar uma curva ascendente nas publicagdes, gerando, na Ultima década, uma média

aproximada de 27 trabalhos por ano.

Em relacdo a palavra-chave, os termos “Cirurgia” e “aleitamento materno” figuram
entre os mais evidentes quando o assunto ¢ anquiloglossia. Ainda chama atencdo o fato de
essas palavras estarem fortemente conectadas entre si, o que demonstra o interesse em
entender se a frenotomia ¢ a melhor conduta a ser adotada nos casos de dificuldade de

amamenta¢do em recém-nascidos com essa malformagao.
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Apesar do volume consideravel de estudos sobre este tema, ainda existe a necessidade
de um consenso em relagdo ao tratamento da anquiloglossia em neonatos. Algumas revisdes

sistematicas ja foram conduzidas "-*32*

sem, no entanto, conseguirem associar a realizacdo de
frenotomia com a melhora no aleitamento materno em recém-nascidos. J& a dor mamilar
parece obter melhora ap0s a intervengdo cirurgica, apesar do baixo grau de evidéncias’. Ainda
assim, o numero de cirurgias tem aumentado, gerando uma preocupagcdo na comunidade

25-28

cientifica, devido a falta de comprovagdo sobre a sua eficacia e pela falta de protocolo

para justificar sua indicacdo. Ao mesmo tempo, muitas pesquisas recentes ressaltam a

29,30

possibilidade de complicagdes pos-cirurgica , como dificuldade de alimentacdo, dor,

hemorragia e perda de peso.

E evidente que qualquer intervengdo cirirgica, mesmo a mais simples, pode ocasionar
em riscos. No caso da frenotomia, o cuidado deve ser redobrado por envolver recém-nascidos,
com baixo peso corporeo e sem historico de doengas. Seguindo essa logica, um importante
estudo dissecou cadaver de recém-nascidos para conhecer a estrutura anatomica do frénulo
lingual e verificou a proximidade de estruturas nobres, como o nervo lingual, que poderiam
ser eventualmente lesionadas durante a cirurgia®. Com isso, o procedimento cirirgico somente

deve ser indicado com bases solidas.

Nesse mesmo sentido, existe um aumento da preocupacdo dos pesquisadores em
desenvolver opgdes para diminuig¢do deste risco. Como resultado, ¢ possivel observar que o
tema “laser” se destacou na andlise temporal sobre as palavras chaves utilizadas nas

publicagdes mais recentes 3!

provavelmente devido as vantagens apresentadas como a
hemostasia, facilitando a visualizagdo durante o procedimento cirurgico, ¢ diminuindo a

possibilidade de hemorragia pds-operatoria.
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Ao comparar as informagdes dos artigos mais citados, o trabalho de Ballard et al sob o
titulo: “Ankyloglossia: assessment, incidence, and effect of frenuloplasty on the breastfeeding
dyad” 33, de 2002, ocupou o primeiro lugar, sendo citado 217 vezes. Nele, os autores
examinaram 2.763 lactentes internados e outros 273 em atendimento ambulatorial com
problemas de amamentagdo para estudar a anquiloglossia, determinar sua incidéncia e medir a
eficacia do procedimento de frenuloplastia na melhora da amamentagdo. Para os autores, a
avaliagdo cuidadosa da func¢do lingual, seguida de frenuloplastia quando indicada, parece ser

uma abordagem bem-sucedida para facilitar a amamentagao.

Cabe ressaltar que o referido estudo foi publicado na Pediatrics, revista que também
mais se destacou com o maior numero de citagdes (608). A Pediatrics ¢ o jornal oficial da
Academia Americana de Pediatria, publicada mensalmente, de forma continua, desde 1948.
Ainda em relagdo aos periddicos, ¢ possivel constatar que ou outros mais citados estdo
voltados para o estudo da amamentacdo (Journal of Human Lactation, Breastfeeding
Medicine), otorrinolaringologia (International Journal of Pediatric Otorhinolaryngology e

cirurgia (Journal of Pediatric Surgery).

O pais com maior producdo de artigos foram os EUA com 84 trabalhos produzidos,
seguido do Reino Unido (34) e Australia (25). Em relagdo ao numero de citagdes, a ordem de
colocagdo dos paises permaneceu a mesma com 2075, 886 e 601, respectivamente. O
investimento solido e constante em pesquisas nas diversas areas do conhecimento pode

explicar o protagonismo dos EUA em relacdo a producdo cientifica.

Comparando os 15 paises que mais se destacaram na busca, chama aten¢do que o
Brasil, apesar de ser o 4° pais mais ativo, com 21 publicagdes, ficou posicionado na 15°
colocacdo quanto ao numero de citacdes. Uma justificativa plausivel poderia ser em fung¢do de

o0 pais contar com as produgdes mais recentes, conforme demostrado na figura 6. Sendo assim,
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esta realidade tende a mudar nos proximos anos. Vale lembrar que o pais ¢ o unico no mundo
a ter uma lei que determina a aplica¢do de protocolo para a avaliagdo do frénulo lingual em

todos recém-nascidos em seu territorio 3%,

Tendéncias futuras das pesquisas

Virias lacunas ainda persistem em relagdo a anquiloglossia em recém-nascidos e
devem despertar o interesse dos pesquisadores na busca de respostas em estudos futuros.
Temas como amamentagdo e cirurgia foram as palavras mais evidenciadas na pesquisa e
devem permanecer no radar dos autores como assunto principal a ser estudado. Entretanto, o
diagnostico, a classificagdo e a etiologia dos freios orais sdo temas relevantes e que também
necessitam de mais pesquisas e, por isso, devem ocupar lugar de destaque nas futuras

publicagdes.

O fendtipo do frénulo lingual ¢ o somatério de todas as suas caracteristicas
anatomicas, como forma, composi¢do e inser¢do. Dente modo, a natureza subjetiva do seu
diagnostico ¢ um grande desafio para a comunidade cientifica. Por isso existe a necessidade
de desenvolvimento e/ou o aprimoramento de ferramentas de avaliagdo do frénulo lingual.

135

Para Hatami et al °> os modelos existentes ndo sdo eficazes para auxiliar no diagnodstico em

relacdo aos critérios para indicar a realizacdo de procedimento cirargico.

O mesmo pode ser dito em relagdo a classificacdo do frénulo lingual. Segundo Mills
(2019)® a anquiloglossia é um diagnostico clinico e os sistemas de classificagio para
anquiloglossia mais utilizados atualmente '!*¢ (Kotlow, 1999; Coryllos et al., 2004) tem como
base a observa¢do de uma unica caracteristica anatdmica relacionada a aparéncia do frénulo,

ou seja, a altura da sua inser¢do na superficie ventral da lingua. Para ele, como a associacdo
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entre estrutura e limitacdo funcional ainda ¢ incerta, o diagnostico de anquiloglossia

permanece subjetivo.

A respeito da etiologia, a presenca do frénulo lingual ¢ justificada pela auséncia de
apoptose, que ¢ um mecanismo de morte celular geneticamente programado e fundamental
para remodelacdo dos tecidos, durante o desenvolvimento embrionario. Embora pouco se
saiba sobre os fatores genéticos da anquiloglossia, dois genes ja foram associados a esta

condigdo: o gene TBX22 em casos associados a fissura palatina 3737

, € o gene LGRS, que
apos ser silenciado experimentalmente em camundongos, resultou em fendtipo de

anquiloglossia “°.

Portanto, estudos abrangentes baseados no sequenciamento completo do exoma (WES,
whole exome sequencing) e genoma (WGS, whole genome sequencing) devem ser
incentivados, uma vez que sdo as principais estratégias para desvendar variantes causais para
diversas alteragdes, incluindo as malformagdes dos freios orais #!. Afinal estudos de
sequenciamento genOmico, muito utilizado para investigar outras malformagdes orais e
sindromes, ainda sdo inéditos em relacdo as anomalias dos freios, ndo sendo encontrado na

base PUBMED nenhum estudo de WGS envolvendo o tema.

Pontos fortes e limitagoes

A bibliometria ¢ uma estratégia de andlise que busca, através de pesquisa de literatura,
identificar aspectos relevantes sobre determinada area, destacando varidveis de interesse como
estudos e temas mais representativos, a conexdo entre os pesquisadores, tendéncias das
publicagdes mais recentes, entre outros. Sendo assim, este estudo buscou apresentar as redes
de constru¢do do conhecimento relacionadas a anquiloglossia em recém-nascidos, analisando

informagdes coletadas em diferentes bases em dados.



SciELO Preprints - Este documento é um preprint e sua situacédo atual esta disponivel em: https://doi.org/10.1590/SciELOPreprints.6025

Entretanto, os dados obtidos estdo atrelados as informacdes contidas nos metadados
importados do gerenciador de referéncia. Este, por sua vez, tem como base os arquivos
importados das diferentes bases de dados e, como tal, estdo sujeitos a variacdo de
preenchimento, podendo gerar um impacto na contagem bibliométrica, caso ndo seja
observado. Para amenizar este fato, antes da constru¢cdo dos mapas e tabelas, os resultados

foram avaliados individualmente para que eventuais discrepancias pudessem ser corrigidas.

Consideracoes Finais

Este trabalho evidenciou um aumento das pesquisas sobre a anquiloglossia em recém-
nascidos, principalmente no ano de 2019. Os EUA foram o pais mais ativo em numero de
publicagdes e a Pediatrics a revista mais referenciada. As palavras-chave mais citadas estdo
relacionadas a busca pela melhora do aleitamento materno. Assim, observa-se, como
perspectiva futuras, a necessidade de mais investigacdes sobre consenso em relacdo ao
diagnostico, classificacdo e principalmente, estabelecer bases solidas para o tratamento

cirargico.
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