Research, Society and Development, v. 11, n. 11, e596111134176, 2022
(CC BY 4.0) | ISSN 2525-3409 | DOI: http://dx.doi.org/10.33448/rsd-v11i11.34176

Frenotomia em criangas com anquiloglossia: um protocolo de revisdo de escopo

Frenotomy in children with ankyloglossia: a scoping review protocol

Frenotomia en nifios con anquiloglosia: un protocolo de revision de alcance

Recebido: 16/08/2022 | Revisado: 26/08/2022 | Aceito: 27/08/2022 | Publicado: 04/09/2022

José Maria de Vasconcelos Filho
ORCID: https://orcid.org/0000-0002-2419-2639
Universidade Estadual do Cear4, Brasil

E-mail: josmar.vasconcelos@aluno.uece.br
Ana Valeska Siebra e Silva

ORCID: https://orcid.org/0000-0003-3664-5073
Universidade Estadual do Ceard, Brasil

E-mail: ana.valeska@uece.br

Samuel Miranda Mattos

ORCID: https://orcid.org/0000-0002-1837-9480
Universidade Estadual do Ceard, Brasil

E-mail: profsamuelmattos@gmail.com

Resumo

Objetivo: Mapear e descrever as evidéncias cientificas acerca da indicacdo de frenotomia em criangas com
anquiloglossia. Método: Protocolo de revisdo de escopo, registrado na Plataforma Open Science Framework n°
osf.io/efnu4, conduzido de acordo com as recomenda¢fes do manual do Instituto Joanna Briggs, em cinco estagios:
(1) identificacdo das questdes de pesquisa; (2) identificacdo dos estudos relevantes; (3) selecdo dos estudos; (4)
andlise dos dados; e (5) agrupamento, sintese e apresentacdo dos resultados e tem como pergunta norteadora: Quais as
evidéncias cientificas existentes acerca da indicagdo de frenotomia em criangas com anquiloglossia? Ser utilizada a
extensdo do checklist Preferred Reporting Items for Systematic Reviews and Meta-analyses Scoping Review. Para a
busca dos artigos nas bases de dados: PubMed, Lilacs, via Biblioteca Virtual da Salde, Scielo, Web of Science, via
portal da Coordenacéo de Aperfeicoamento de Pessoal de Nivel Superior e literatura cinzenta. Para estudos elegiveis
que atendam a todos os critérios de inclusdo e exclusdo, uma ferramenta de extragdo de dados para coletar e
armazenar as principais caracteristicas dos estudos serd utilizada e os resultados serdo apresentados através de sintese
narrativa e de quadros e graficos.

Palavras-chave: Anquiloglossia; Lingua presa; Criangas; Frenotomia; Frenectomia.

Abstract

Objective: To map and describe the scientific evidence about the indication of frenotomy in children with
ankyloglossia. Method: Scope review protocol, registered in Open Science Framework no. osf.io/efnu4, and
conducted following the recommendations of the Joanna Briggs Institute manual, in five stages: (1) identification of
research questions; (2) identification of relevant studies; (3) selection of studies; (4) data analysis; and (5) grouping,
synthesis and presentation of results, with the guiding question: What is the existing scientific evidence regarding the
indication of frenotomy in children with ankyloglossia? The Preferred Reporting Items for Systematic Reviews and
Meta-analyses Scoping Review checklist will be used to search for articles in the following databases: PubMed, Lilacs
via Virtual Health Library, Scielo, Web of Science, via Higher Education Personnel Improvement Coordination portal
and gray literature. For eligible studies that meet all inclusion and exclusion criteria, a data extraction tool to collect
and store the main characteristics of the studies will be used and the results will be presented through narrative
synthesis and tables and graphs.

Keywords: Ankyloglossia; Tongue-Tied; Children; Frenotomy; Frenectomy.

Resumen

Objetivo: Mapear y describir la evidencia cientifica sobre la indicacién de frenotomia en nifios con anquiloglosia.
Método: Protocolo de revision del alcance, registrado en la Open Science Framework n°. osf.io/efnu4 que, siguiendo
las recomendaciones del manual del Joanna Briggs Institute, en cinco etapas: (1) identificacién de las preguntas de
investigacion; (2) identificacion de estudios relevantes; (3) seleccion de estudios; (4) analisis de datos; y (5)
agrupacion, sintesis y presentacion de resultados, con la pregunta orientadora: ;Cudl es la evidencia cientifica
existente respecto a la indicacién de frenotomia en nifios con anquiloglosia? Se utilizara la extension de la lista de
verificacion Preferred Reporting Items for Systematic Reviews and Meta-analyses Scoping Review (PRISMA-ScR)
para buscar articulos en las siguientes bases de datos: PubMed, Lilacs via Biblioteca Virtual en Salud, Scielo, Web of
Science, via portal Coordinacién de Perfeccionamiento del Personal de Educacion Superior y literatura gris. Para los
estudios elegibles que cumplan con todos los criterios de inclusion y exclusién, se utilizard una herramienta de
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extraccion de datos para recopilar y almacenar las principales caracteristicas de los estudios y los resultados se
presentaran mediante sintesis narrativa y tablas y gréaficos.
Palabras clave: Anquiloglosia; Frenillo; Nifios; Frenotomia; Frenectomia.

1. Introducéo

A anquiloglossia é uma alteracdo congénita que pode ocorrer em recém nascidos e se caracteriza pelo frénulo lingual
curto, apertado e grosso, causando assim limitacdo no movimento lingual (Oliveira et al., 2019; Machesan, 2005). O frénulo
lingual é uma prega de membrana mucosa que vai do assoalho da boca até a linha média da parte inferior da lingua e tem como
fungdo, a estabilizacdo da base da lingua, sem nenhuma interferéncia nos seusmovimentos. (Marchesan, 2005).

A etiologia da anquiloglossia, comumente conhecida por “lingua presa” é de natureza hereditaria, autossémica
dominante, com transmissao entre as geracGes através do cromossomo X. Também a associam com a utilizacdo de cocaina por
mulheres gravidas, sendo trés vezes maior o risco da doenca entre os filhos de usuérias da droga, quando comparadas com as
ndo usudrias e ainda existem aqueles que afirmam que a etiologia da anquiloglossia é de origem desconhecida (Berg, 1990;
Harris et al., 1992; Coryllos et al., 2004; Han et al., 2012).

As taxas de incidéncia variam de 2% a 10%, sendo mais frequentes em recém nascidos, e a prevaléncia da doenca é de
0,02% a 12%. Estudos apontam maior ocorréncia da anomalia entre os homens (3:1) e ndo foi encontrada associacao racial
(Suter & Bornstein, 2009; Walsh & Benoit, 2019; Hill et al., 2021). A taxa de prevaléncia de anquiloglossia no Brasil, é de
4,3% o0 que corrobora com as tendéncias mundiais (Vilarinho et al., 2022).

As principais repercussdes da anquiloglossia para a crianca, estdo relacionadas as praticas da amamentagdo, tendo em
vista a limitacdo do movimento da lingua. Esta limitagdo causa o selamento ndo adequado da bocada crianga junto ao peito da
mée e consequentemente a succéo ineficaz. Podem ainda ocorrer problemas tanto na degluticdo, como na respiracdo do bebé e
nas dores no mamilo da mée (Marchesan, 2005; Jackson, 2012; Oliveira et al., 2019).

O aumento no diagnostico e tratamento da anquiloglossia foi observado nos udltimos anos, com diferencas e
variabilidade em vaérios paises (Walsh et al., 2017; Lisonek et al., 2017; Kapoor et al., 2018). A frenotomia tem sido o
tratamento recomendado, sendo um procedimento simples, eficaz e seguro, com poucas complicaces e muitos beneficios para
a crianga; A frenotomia consiste na incisdo do frénulo lingual (Francis et al., 2015; O’Shea et al., 2017).

No Brasil a obrigatoriedade da triagem foi instituida em todas as maternidades, com a Lei n° 13.002/2014, que
estabelece a realizagdo do Teste da Linguinha, que tem como objetivo o diagndstico precoce da anquiloglossia nos recém
nascidos, com vistas na indicagdo do tratamento precoce (Brasil, 2014).

Com o intuito de ampliar conhecimentos e identificar as evidéncias disponiveis sobre a frenotomia, suas indicagdes e
repercussdes na vida das criancas e familiares, surgiu a motivacdo para realizar o presente protocolo de revisao de escopo que
tem como objetivo mapear as evidéncias tente sobre a frenotomia em criangas portadoras de anquiloglossia, desde diagnostico,
assim como técnicas de tratamento, complicacdes e possiveis beneficios. Com isso, essa revisdo sintetizard o conhecimento

existente para a conducao de futuros estudos primarios visando uma préatica mais adequada a satde do binémio mée-filho.

2. Metodologia

As revisdes de escopo tém o objetivo de sintetizar evidencias e avaliar 0 escopo do conhecimento produzido a respeito
de um determinado assunto (Tricco et al., 2018). A metodologia de revisao de escopo, utilizada para este protocolo, serd do
Joanna Briggs Institute (JBI), Reviewers Manual 2020 (Aromataris & Munn, 2020), que estabelece cinco etapas: (1)
identificacdo das questdes de pesquisa; (2) identificacdo dos estudos relevantes; (3) sele¢do dos estudos; (4) analise dos dados;

e (5) agrupamento, sintese e apresentacdo dos resultados seguindo as recomendacOes do Preferred Reporting Items for

2


http://dx.doi.org/10.33448/rsd-v11i11.34176

Research, Society and Development, v. 11, n. 11, e596111134176, 2022
(CC BY 4.0) | ISSN 2525-3409 | DOI: http://dx.doi.org/10.33448/rsd-v11i11.34176

Systematic Reviews and Meta-analyses Scoping Review (PRISMA-ScR). O protocolo foi registrado no Open Science
Framework (OSF), vide n°. osf.io/efnu4.

A pergunta da pesquisa foi orientada pela estratégia PCC (P: Populagdo, C: Conceito, C: Contexto), sendo “P” a
populagdo (recém-nascidos e lactentes), “C” o conceito (anquiloglossia com indicagdo de frenotomia/frenectomia), e “C” o
contexto (mundial) e indaga a seguinte questdo: Quais as evidéncias cientificas existentes acerca da indicacdo de frenotomia
em criangas com anquiloglossia?

Serdo pesquisadas publicacbes nas seguintes bases de dados: Web of Science, PubMed; Literatura Latino-Americana
e do Caribe em Ciéncias da Saude (LILACS), via Biblioteca Virtual em Saude (BVS), Scientific Eletronic Library Online
(SciELO) e a literatura cinzenta sera explorada em sites do Ministério da Salde, Organizagdo Mundial da Saide (OMS) e
Google Academics.

A estratégia de busca sera feita a partir de descritores cadastrados no Descritores em Ciéncias de Saude DeCS e
Medical Subject Headings MeSH para compor o maior ndmero de palavras chave, como apresentado no Quadro 1 (Araujo,
2020).

Quadro 1 — Estratégia de busca da reviséo de escopo.

Extracdo Populacao Conceito Contexto
Recém nascidos e Criangas | Frenotomia/frenectomia Mundial

Converséao Newborn, child, infant Frenotomy/frenectomy -

Combinacéo Newborn, child, infant Frenotomy/frenectomy -

Construcéo Newborn or child or infant Frenotomy or frenectomy -

Uso Newborn OR child OR infant AND Frenotomy OR frenectomy

Fonte: Autores.

Serdo incluidos artigos cientificos completos que descrevam efeitos da frenotomia em criancas com anquiloglossia
sem restrices a modelo de estudo, idioma ou local de pesquisa. Como referencial temporal, serdo considerados artigos
publicados desde 20/06/2014, data da lei de obrigatoriedade do teste da linguinha em territ6rio nacional. Estudos em animais,
estudos de laboratorio, resumos de congressos e outros tipos de publicagdes ndo cientificas ndo serdo considerados para esta
revisdo. Trabalhos que abordem frenotomia em populacdo ndo infantil, ou que se relacione a anquiloglossia sem relacdo com
frenotomia/frenectomia também seréo excluidos.

Adicionalmente, sera utilizado o fluxograma PRISMA (Prefered Reporing Items for Systematic Review and Meta-
Analyses) (Figura 1).



http://dx.doi.org/10.33448/rsd-v11i11.34176

Research, Society and Development, v. 11, n. 11, 596111134176, 2022
(CC BY 4.0) | ISSN 2525-3409 | DOI: http://dx.doi.org/10.33448/rsd-v11i11.34176

Figura 1 — Diagrama do Prefered Reporing Items for Systematic Review and Meta-Analyses (PRISMA) versdo 2020.

m Identification of new studies via databases and registers Identification of new studies via other methods

Studies included in previous  Records identified from*; Records removed before Records identified from:
version of review (n=) Databases (n=) — screening: Websites (n=)
Reports of studiesincluded  Registers (n=) Duplicate records Organisations (n=)
in previous version of removed (n=) Citation searching (n=) etc
review (n=) Records marked as
Ineligible by automation
tools (=)
Records removed for

other reasons (n=)

Records screened (h=)  —» Records excludedt (n=)

'

Reports sought for retrieval —» Reports not retrieved (n=)  Reports sought for retrieval —» Reports not retrieved (=)

(n=) (n=)
Reports assessed for Reports excluded: Reports assessed for Reports excluded:
eligibility (n=) ™ Reason1(n=) eligibiity (n=) ~ Reason1(n=)
Reason 2 (n=) Reason 2 (n=)
l Reason 3 (h=) etc Reason 3(n=) etc
New studies included in
review (n=) i
Reports of newincluded
studies (n=) v g —_ :
*Consider, if feasible to do so, reporting the number of records identified from each database or register
i searched (rather than the total number across all databases/registers)
tlf automation tools were used, indicate how many records were excluded by a human and how many were
Total studies included in excluded by automation tools
review (n=)
Reports of total included
studies (n=)

Fonte: Page et al. (2021).

Para realizar a selecdo dos estudos, remogdo de duplicadas e triagem, sera utilizado o gerenciador de referéncias
Rayyan QCRI versdo on-line (Ouzani et al., 2016). A organizacdo dos dados serd realizada através do programa Microsoft
Word, contendo os seguintes atributos: titulo da publicacdo, autores, fonte de publicacdo, ano, objetivo, tipo de estudo,
resultados. A triagem dos estudos sera realizada por dois revisores independentes, assim como a extragdo dos dados. Caso haja
discordancia entre os dois avaliadores, serd convocado um terceiro avaliador.

Os estudos serdo classificados de acordo com suas caracteristicas, que terdo sido coletados por meio de gréficos,
tabelas e mapas visuais, assim como uma discussao qualitativa dos resultados encontrados. Isso sera feita de forma agregada,
em vez de fornecer uma avaliagdo de qualidades de estudo individuais, para fornecer uma visao geral do campo de pesquisa e

onde esta atualmente, em Gltima andlise, em um esforgo para identificar as lacunas de conhecimento que existam atualmente.

Quadro 2 — Quadro de extracdo de dados.

Titulo Autores Ano | Fonte de publicacdo Objetivo Tipo de estudo Resultados

Fonte: Autores.
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3. Resultados esperados

A frenotomia é uma técnica que vem sendo utilizada em criangas com anquiloglossia, ja tendo sido comprovados seus
efeitos benéficos para o bindmio mae-filho. Com a realizagdo desta pesquisa pretende-se conhecer o que estar sendo publicado
sobre essa tematica, sintetizando os conhecimentos atuais, tornando possivel a realizagdo de novos estudos, como também a
difusdo entre os profissionais direta e indiretamente envolvidos com criancas portadoras de anquiloglossia e indicacdo de

frenotomia.
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