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Resumo

Introdugdo: A anquiloglossia € uma malformacao congénita, que tem como
consequéncia a limitagao dos movimentos da lingua. Essa condicao, apesar de
conhecida, ainda desperta muitas duvidas em relagao ao diagnostico e tratamento,
principalmente em neonatos, cujo imMpacto na amamentacao ainda nao foi bem
estabelecido. Objetivo: Mapear o panorama global da anquiloglossia em recém-
nascidos por meio de analise bibliométrica. Metodologia: Foi realizada uma busca
com os termos “Newborn”, “Ankyloglossia” nas plataformas Pubmed, Embase,
Cochrane, Biblioteca Virtual de Saude, Web of Science e Scopus. Resultados: Apds
a remocao das duplicatas e aplicacao dos critérios de elegibilidade, 431 estudos
foram incluidos e importados para o software VOSviwer. O ano de 2019 registrou a
maior quantidade de artigos sobre o tema (44). As palavras-chave “cirurgia” e
“aleitamento” foram as que mais apareceram na pesquisa, com forte ligacao entre
si. Entretanto, nas publicacdes mais recentes, os termos “laser” e “complicacoes
cirdrgicas” estao entre os mais citados. Dentre os 49 paises pesquisados, os Estados
Unidos foram o que mais publicaram sobre o assunto (104), seguidos pelo Reino
Unido (46), Australia (28) e Brasil (22). O estudo mais relevante no portfolio
estudado foi “Ankyloglossia: assessment, incidence, and effect of frenuloplasty on
the breastfeeding dyad”, de Ballard e colaboradores. Conclusao: O estudo das
alteracdes do frénulo lingual tem despertado um interesse crescente na
comunidade cientifica e evidencia uma preocupacac em desvendar o impacto da
cirurgia na melhora do aleitamento materno, para a criacao de bases solidas que
justifigue a sua indicacao, em detrimento dos riscos.

Palavras-chave: Anquiloglossia; Recém-nascido; Bibliometria, Aleitamento

materno; Cirurgia.
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Abstract

Introduction: Ankyloglossia is a congenital malformation that results in limited
tongue movement. Despite being a known condition, it still raises many questions
regarding diagnosis and treatment, especially in neonates, where its impact on
breastfeeding has not been well established. Purpose: To map the global
landscape of ankyloglossia in newborns through bibliometric analysis.
Methodology: A search was conducted using the terms "Newborn" and
"Ankyloglossia" on the platforms Pubmed, Embase, Cochrane, Biblioteca Virtual
de Saude, Web of Science, and Scopus. Results: After removing duplicates and
applying eligibility criteria, 431 studies were included and imported into the
VOSviewer software. The year 2019 had the highest number of articles on the topic
(44). The keywords "surgery" and "breastfeeding" were the most frequent in the
research and showed a strong association. However, in more recent publications,
the terms "laser" and "surgical complications"” are among the most cited. Among
the 49 countries surveyed, the United States published the most on the subject
(104), followed by the United Kingdom (46), Australia (28), and Brazil (22). The most
relevant study in the analyzed portfolio was "Ankyloglossia: assessment, incidence,
and effect of frenuloplasty on the breastfeeding dyad" by Ballard and colleagues.
Conclusion: The study of lingual frenulum alterations has garnered increasing
interest in the scientific community and underscores a concern to uncover the
impact of surgery on improving breastfeeding, in order to establish a solid
foundation justifying its indication in light of the associated risks.
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1. Introdugao

A lingua € o 6rgao mais movel do formacao ocorre a partir da quarta
corpo e atua em diversas funcdes no semana de gestacao, durante o
sistema estomatognatico como desenvolvimento de outras estruturas
succao, degluticao, mastigacao e fala, da face. Nessa fase, a lingua esta
contribuindo ainda para o fixada no assoalho bucal mas, a
desenvolvimento normal dos dentes e medida em que o) seu
da mandibula’ No embrido, sua desenvolvimento ocorre, suas células
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sofrem apoptose, migrando
distalmente para a regiao mediana do

dorso da lingua?.

O frénulo (ou freio) lingual &
caracterizado como uma membrana
gue conecta a parte ventral da lingua
a0 assoalho da boca. E uma estrutura
dindmica, formada por uma prega
mediana em uma camada de fascia
gue 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 espessura, assim
como apresentar variacdes em
relacado ao seu local de insercao

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
embrionario*. Tem um  carater
hereditario e pode ser considerada
como resultado da heranca genética
individual, e transmitida como um

carater autossOmico dominante®.

Nao existe, na literatura, um consenso
em relacao a prevaléncia da

anquiloglossia na populacao. Em
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recém-nascidos, as estimativas variam
entre 4,2% e 15,5%°®. Isso pode ser dito
em relacao a classificacao. Alguns
meétodos foram propostos para definir
a gravidade da anquiloglossia de
acordo com critérios anatémicos e
funcionais®”. Todavia, ainda falta um
sistema universalmente aceito para
caracterizar os diversos fendtipos
relacionados ao frénulo lingual® e o

seu impacto nas funcoes orais.

Nos primeiros dias de vida, a
anquiloglossia tem sido associada a
dificuldade de amamentar devido a
gueixa materna como dor, fissura
mamilar, infeccao e baixo suprimento
de leite. Em relacdo ao bebé,
dificuldades na pega e a mecanica de
succao abaixo do ideal podem
resultar em ineficaz transferéncia de
leite, mamadas excessivamente
longas, ganho de peso inadequado, o
qgue é um fator de risco para o sucesso

da amamentacao'.

Embora o procedimento cirdrgico
pareca conferir  melhoras  nos
resultados de alimentacao e
desconforto materno, a compreensao
de como distinguir bebés com
anquiloglossia significativa e aqueles
com outros fatores que afetam o
sucesso da amamentacao é limitado'.
Dessa forma, a indicacao cirurgica

carece de mais embasamento
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cientifico, uma vez que existem
poucos estudos de alta qualidade
frenotomia

sobre o impacto da

lingual na amamentacao®.

Considerando a relevancia do tema,
este estudo propde uma analise
contemporanea do panorama global
da anquiloglossia em recém-nascidos
meio de revisao

por uma

2. Metodologia

Fonte de dados e estratégia de pesquisa

Uma busca avancada foi realizada nas

plataformas Pubmed, Embase,

Cochrane, Biblioteca Virtual de Saude
(BVS), Web of Science e Scopus

utilizando as palavras-chave

‘“Newborn” e “Ankyloglossia”, assim
sinbnimos  “Infant”,

como seus

QUADRO1 - Estratégia de busca

bibliométrica. Essa metodologia de
pesquisa foca na analise da producao
existente  sobre

cientifica um

determinado  assunto®, com o
objetivo de mapear o estado da arte
mediante a construcao de uma rede
de conhecimento a partir do estudo
de diversas varidveis de interesse,

servindo, assim, como base para

futuras pesquisas.

Partial
. A

‘Neonate", “Tongue Tie",

Ankyloglossia".  (QUADRO
pesquisa foi realizada no més de abril
de 2023. Nao houve limitagao em
relacao a lingua ao ano de publicacao.
Artigos de diferentes linguas foram

acessados pelo Google Tradutor.

Database Search strategy
#1 ((((((Newborn  Infant*[Title/Abstract]) OR  (Newborn*[Title/Abstract])) OR
(Neonate*[Title/Abstract])) OR (Infant[MeSH Terms])) OR (Newborn[MeSH Termsg]))

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

Medline via Ankyloglossia[Title/Abstract])) OR (Ankyloglossia[MeSH Terms))))

Pubmed
#3  ((((Ankyloglossia*[Title/Abstract]) OR (Tongue Tie*[Title/Abstract])) OR (Partial
Ankyloglossia[Title/Abstract])) OR (Ankyloglossia[MeSH 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-
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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*) ) )

#1 Newborn Infant* (Topic) or Newborn* (Topic) or Neonate* (Topic)

Web of
Science #2 Ankyloglossia* (Topic) or Tongue Tie* (Topic) or Partial Ankyloglossia (Topic)
#3 #1 AND #2
((recém-nascido) OR (crianca recém-nascida*) OR (lactente) OR (recém-nascido*) OR
BVS (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) )
#1 (Ankyloglossia*):ti,ab,kw OR (Tongue Tie*):ti,ab,kw OR (Partial Ankyloglossia):ti,ab,kw
Cochrane #2 (Newborn*):ti,ab,kw OR (Newborn Infant*):ti,ab,kw OR (Neonate*):ti,ab,kw
#3 #1 AND #2
#Inewborn:tiab,kw OR 'toddler'/exp OR 'infant'/exp
Embase #2 'ankyloglossia'/exp OR ankyloglossia:ti,ab,kw

#3 #1 AND #2

Critérios de elegibilidade e sele¢cao de artigos

Os resultados foram exportados na Nessa fase, foram excluidos os
plataforma Zotero, em formato estudos realizados em outras faixas
bibitex, incluindo dados relevantes etdrias, em animais ou com temas
como, palavras-chave, resumo e nao  relacionados aos  critérios
bibliografia. Apds a remocao das estabelecidos inicialmente. Os
duplicatas, dois pesquisadores (LMNN estudos com resumo e titulo pouco
e JMB) iniciaram o processo de claros foram lidos na integra para
selecao e aplicacao dos critérios de minimizar a possibilidade de
elegibilidade por meio da analise do desconsideracao de estudos
titulo e do resumo com o intuito de importantes e reaplicadados  ©s
selecionar artigos que abordassem a critérios de inclusao e exclusdo. Os
anquiloglossia em recém-nascidos. artigos que geraram discordancia
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entre os revisores foram discutidos e
revisados por um terceiro autor

Andlise bibliométrica

O estudo bibliomeétrico foi realizado
por meio do software VOSviewer
versao 1618. Assim, foi possivel
conhecer os diferentes aspectos das
publicacdes relacionados ao tema de
interesse.  Foram  analisadas  as
caracteristicas das publicacdes,
incluindo ano de publicacao, paises e
autores que mais produziram, além
de destacar os principais trabalhos,
que foram dispostos em tabelas e

mapas de rede ou de sobreposicao.

Para otimizar o entendimento dos
resultados e evitar a dispersao no
mapa de termos com significados
proximos, algumas palavras-chave
foram unificadas por area de estudo
(QUADRO SUPLEMENTAR 1). Como
exemplo, as palavras frenulectomy,
frenulotomy, frenotomy, frenectomy,
tongue-tie division e oral surgery
foram substituidas por surgery. O
mesmo ocorreu  com 0s termos
aleitamento materno, breastfeed, e
breast feeding que serao citados

como breastfeeding.

Esse procedimento foi realizado
utilizando a ferramenta Thesaurus,
disponivel no VOSviewer, com o

intuito de evitar a contagem

Revista Conexao Ciéncia I Vol. 19 | N° 31 2024

(LAAA), chegando a um acordo.

individual de palavras-chave descritas
de forma similares (singular e plural,
por exemplo) ou sindnimas. Assim,
essa unificacao permitiu  que o
programa contabilizasse os dados
corretamente, agrupando essas

palavras. A  observacao  desses
quesitos nos estudos bibliomeétricos é
de suma importancia, e ignorar essa
etapa pode causar um erro grave na

interpretacao dos resultados.

Uma vez que todas as buscas nas
bases de dados foram relacionadas a
‘anquiloglossia” e “recém-nascidos’,
tais termos foram estrategicamente
removidos dos resultados, uma vez
que todas as outras palavras
mineradas nesta pesquisa estao

intrinsicamente ligadas a elas.

Para verificar a publicacao cientifica
realizada por paises e por co-citagao,
foram computados apenas os artigos
disponiveis na base de dados Scopus,
uma vez que o VOSviewer nao
permite a utilizacao desses recursos
para a base de dados importada de
gerenciador de referéncias. Para tal,
um arquivo CSV foi exportado dessa
base de dados contendo @ os

metadados necessarios, e,

101



posteriormente, importado para o
software VOSviewer para realizacao
da analise bibliométrica desses

parametros.

Na visualizacao de rede, os itens sao
demonstrados por nos e arestas, e
ainda classificados em clusters. O no é
a variavel pesquisada (palavras-chave,
publicacdes, pesquisadores, paises,
entre outros). Ja as arestas indicam

relacbes entre pares de nos. O

3. Resultados

A busca inicial nas bases pesquisadas
identificou 1323 artigos que foram
exportados para o gerenciador de
referéncias Zotero. A partir dai, foi
realizada a remocao das duplicatas,

restando 675 artigos eleitos para

Revista Conexao Ciéncia I Vol. 19 | N° 31 2024

tamanho do nd e da aresta de um
item é determinado pelo seu grau de
relevancia. Ou seja, quanto maior o
seu peso, Mmaior sera a aresta e o
circulo que denota o @ item®.
Clustering € um método para definir
itens em grupos por similaridade e
detectar itens intimamente
associados?. Nesses mapas, clusters
de itens sdo apresentados por cores
diferentes para representar o grupo

ao qual um no foi alocado.

leitura dos resumos. Apos essa fase,
244 artigos foram excluidos por nao
atenderem aos critérios de inclusao,
resultando numa amostra final de 431
artigos selecionados para analise
(FIGURAT).
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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
leitura

648 duplicatas removidas

Leitura e aplicagao dos critérios de
inclusao

¥

244 artigos excluidos 431 artigos selecionados

FIGURAT1 - Fluxograma de selecao dos artigos.

Anadlise das publicagdes por ano

A publicacao mais antiga data do
ano de 1968. Nas duas décadas
posteriores, €& possivel perceber
uma baixa producao cientifica
sobre o assunto (N0 Maximo uma
por ano). Entretanto, em 1990
ocorre um aumento substancial
de trabalhos (9), apresentando

uma curva ascendente nos anos

Revista Conexao Ciéncia I Vol. 19 | N° 31 2024

seguintes. A partir de 2010 (até
dezembro de 2022), foram
publicados 326 artigos, resultado
numa meédia aproximada de 25
por ano. Vale destacar que, em
2019, esse nUumero atingiu o seu
pico, com 44 publicacdes (FIGURA
2).
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FIGURA 2 - Visualizacao de numero de publicacdes por ano.

Analise das palavras-chave

O primeiro parametro a ser estudado
foi o de coocorréncia de palavras-
chave de todos 0S artigos
selecionados, e foram encontradas
300 palavras. Todavia, por meio do
uso do Thesaurus, esse numero foi
reduzido para 154 palavras. Para
definir os termos mais relevantes,

foram selecionados apenas aqueles

Revista Conexao Ciéncia I Vol. 19 | N° 31 2024

que apareceram, ao menos, 5 vezes
Na pesquisa, gerando 27 itens. Assim,
a palavra-chave mais citada no
conjunto de publicacdes analisadas
foi  “cirurgia” (198), seguida de
“aleitamento materno” (151). E possivel
visualizar também que esses dois
elementos estao ligados fortemente
entre si (FIGURA 3A).
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FIGURA 3 - Coocorréncia de palavras-chave. A: visualizacao de Rede das palavras-chave pela
forca (nUmero de citacdes). B: Visualizacdo com sobreposicdo (analise temporal).

O Temo “diagnostico” ocupou o©
terceiro lugar com 35 citagoes,
enquanto o) estudo da

‘epidemiologia” (26) e a relacao da
anquiloglossia com “sindromes” (22)
foram a quarta e quinta palavras mais
citadas, respectivamente. Na TABELA
SUPLEMENTAR 1 é possivel notar que,
10 dos mais

entre 0s assuntos
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relacionados com a lingua presa em
neonatos, figuram ainda as palavras
(1), “dor

materna” (6), “fissuras orais” (16), “fala”

‘desordem  congénita”

(15) e “genética” (14).

Quando é feita a analise temporal das
publicacoes, ficam evidentes no mapa
(FIGURA 3B) os clusters em amarelo,
mais

mostrando que o0s temas
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pesquisados atualmente estao
relacionados ao uso do ‘“laser” no
tratamento da anquiloglossia, as
controversias em relacao ao

diagnostico e ao tratamento cirdrgico,

Analise das publicacdes por pais

Esta busca identificou 55 paises com
publicacdes sobre o tema, de acordo
com a nacionalidade dos seus
autores. Foram selecionados apenas
aqueles paises com um minimo de 4
publicacdes, reduzindo este numero
para 20 paises. Os Estados Unidos
encabecam a lista com 104 artigos € o

segundo lugar foi ocupado pelo Reino

Revista Conexao Ciéncia I Vol. 19 | N° 31 2024

assim como as suas complicacoes. As
palavras “ferramenta de avaliacao” e
‘anatomia” também se destacam
entre os temas publicados mais

recentemente.

Unido, com 46. A Australia (28), o
Brasil (22) e o Canada (17) ocupam o
terceiro, quarto e quinto lugar,
respectivamente (FIGURA 4A, TABELA
SUPLEMENTAR 2). Entretanto, paises
como o Brasil, Dinamarca, India e
Polénia tém sido responsaveis pelas
publicacdbes mais recentes na area,

conforme demostrado na FIGURA 4B.
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FIGURA 4 - Mapa de rede dos paises que mais publicaram sobre o tema. A: visualizacdo dos
paises pela forca (hndmero de trabalhos). B: visualizagcdo com sobreposicdo (analise

temporal).

Quando o quesito a ser analisado é o

numero de citacdes obtidas, os
mesmos trés paises com maior
volume de producbdes cientificas
(Estados Unidos, Reino Unido e

Australia) se mantém no topo, na

mesma colocacao, com 2548, 1276 e
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629 citacoes, respectivamente.
Entretanto, ndao ocorre da mesma
forma com o Brasil que, apesar de ser
0 quarto pais com o maior volume de
publicacao, ocupa o décimo terceiro
citado 55 vezes (TABELA

SUPLEMENTAR 3).

lugar,
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Analise dos principais autores em ndmero de trabalhos e citagdes (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
agueles que publicaram a partir de
3 artigos. Dessa forma, apenas 24
autores atenderam ao critério de

selecao. Com 6 trabalhos cada, se

destacaram, em primeiro lugar, 2
autores: Geddes DT. e Todd DA.
Em seguida, com 4 publicacdes
cada, foram encontrados 9 autores:
Botzer E; Dollberg S; Douglas PS;
Criffiths DM; Harley EH; Hartmann
PE., Hogan MJ; Martinelli RLC.
Walsh J, conforme descrito na

TABELA 1

TABELAT1 - Relagcao de autores por trabalhos publicados
e citacdes (conjunto da obra).

Autor documentos citacoes

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

No portfolio pesquisado, o autor
com maior numero de citacoes,
pelo conjunto da obra publicada
foi Griffiths DM, que teve seus 4
trabalhos referenciados em 347

artigos, seguido de Geddes DT,
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cujos trabalhos (6) foram citados
219 vezes (TABELA 1). A FIGURA
SUPLEMENTAR T mostra que o0s
autores estao divididos em 4
(clusters),

grandes grupos
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diferenciados por cor, permitindo

Analise dos trabalhos mais citados

Para determinar os artigos mais
importantes sobre o assunto de
interesse, foram selecionados aqueles
com um minimo de 50 citacdes.
Dessa forma, 27 trabalhos atenderam
ao critério estabelecido. Na TABELA 3,

é possivel visualizar que o principal

visualizar a interacao entre eles.

trabalho, com 217 citacbes, foi
publicado em 2002, por Ballard J.L. e
colaboradores sob o titulo
“‘Ankyloglossia: assessment, incidence,
and effect of frenuloplasty on the

breastfeeding dyad”.

TABELA 3- Relacao dos 10 trabalhos mais citados.

Ordem

NUumero

Referéncia da publicagdo de

citacdes

Ballard JL, Auer CE, Khoury JC. Ankyloglossia: assessment,
incidence, and effect of frenuloplasty on the breastfeeding
dyad. Pediatrics. 2002 Nov; NO(5): 63-69. doi:
10.1542/peds110.5.e63

Messner AH, Lalakea ML, Janelle A, Macmahon K, Bair E.
Ankyloglossia: Incidence and associated feeding difficulties.
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Dentre os 10 trabalhos mais
referenciados é possivel perceber que
a maioria deteve-se em avaliar o
impacto da cirurgia na amamentacao
(1, 3, 4, 5, 7,10). Temas relacionados a
avaliacao anatdmica e diagnostico da

anquiloglossia foram abordados por 5

4. Discussao

A primeira publicacao relacionada ao
escopo deste estudo foi registrada no
final da década de 60% e mostra a
multidisciplinaridade do tema, uma
vez que abordou o papel do
fonoaudidlogo na indicacao de
frenulotomia em Casos de
anquiloglossia. Na referida época, o
assunto nao era tao estudado
apresentando, nNo mMaximo, uma
publicacao por ano. Essa realidade
comegou a mudar em 1990, quando
foram registrados, nas bases

pesquisadas, 9 trabalhos. Desde

entdo, & possivel notar uma curva
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publicagdées (1, 2, 6, 8 9. A
investigacao sobre a epidemiologia
da lingua presa foi descrita em 2
artigos (I, 6) e a dificuldade da
anquiloglossia na amamentacao foi o

tema de outros dois trabalhos (2, 8).

ascendente nas publicacdes, gerando,
na Ultima década, uma média

aproximada de 27 trabalhos por ano.

Em relagcao a palavra-chave, os termos
“‘cirurgia” e ‘“aleitamento materno”
figuram entre os mais evidentes
guando o assunto é anquiloglossia.
Ainda chama atencao o fato de estas
palavras estarem fortemente
conectadas entre si, 0 que demonstra
O interesse em conhecer o real
impacto da cirurgia na amamentacao
de recém-nascidos portadores de

anquiloglossia.
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No artigo mais citado?, foram
examinados 3.036c lactentes para
estudar a anquiloglossia, determinar
sua incidéncia e medir a eficacia do
procedimento de frenuloplastia na
melhora do aleitamento materno.
Nesse estudo, os autores defendem
que uma avaliacdo cuidadosa da
funcao

lingual, seguida de

frenuloplastia qguando indicada,
parece ser uma abordagem bem-
sucedida para facilitar a
amamentacao. Relatam ainda que o
procedimento cirdrgico é de baixo

risco.

Todavia, os estudos mais recentes
apontam a falta de evidéncia
cientifica para a indicacao cirurgica e
a necessidade de um consenso para o
tratamento da anquiloglossia em
neonatos. Algumas revisdes
sistematicas ja foram conduzidas’?4#
sem, nNo entanto, conseguirem
associar a realizacao de frenotomia
com a melhora no aleitamento
materno em recém-nascidos. Ja a dor
mamilar parece obter melhora apos a
intervencao, apesar do baixo grau de

evidéncias’.

Ainda assim, o numero de cirurgias
tem aumentado, gerando uma
preocupacao na comunidade
cientifica, devido a falta de

comprovacao sobre a sua eficacia®®?
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e pela falta de protocolo para justificar
sua indicacao. Ao mesmo tempo,
alguns autores ressaltam a
possibilidade de complicacdes pos-
cirdrgicas®® como dificuldade de
alimentacao, dor, hemorragia e perda

de peso.

E evidente que qualquer intervencao
cirdrgica, mesmo a mais simples,
pode ocasionar riscos. Quando esta
envolve recém-nascidos, com baixo
peso corporeo e sem historico de
doencas, o cuidado deve ser
redobrado. Seguindo essa logica, um
importante estudo dissecou cadaver
de recém-nascidos para conhecer a
estrutura anatémica do frénulo
lingual e verificou a proximidade de
estruturas nobres, como o0 nervo
lingual®>. Com isso, o procedimento
cirdrgico somente deve ser indicado

com bases soélidas.

Nesse mesmo sentido, existe um
aumento da  preocupacao  dos
pesquisadores em desenvolver
opcdes para diminuicao desse risco.
Como resultado, é possivel observar
gue o tema ‘“laser” se destacou na
analise temporal sobre as palavras-
chave utilizadas nas publicacdes mais
recentes®*, provavelmente devido as
vantagens apresentadas como a
hemostasia, facilitando a visualizacao

durante o procedimento cirdrgico, e
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diminuindo a  possibilidade de

hemorragia pos-operatoria.

O pais com maior producao de
artigos foram os EUA com 104
trabalhos produzidos, seguido do
Reino Unido (46) e da Australia (28).
Em relagcao ao numero de citacoes, a
ordem de colocacao dos paises
permaneceu a mesma. O
investimento solido e constante em
pesquisas nas diversas areas do
conhecimento pode explicar o
protagonismo dos EUA em relacao a

producao cientifica.

Comparando os 20 paises que mais se
destacaram na busca, chama atencao

gue o Brasil, apesar de ser o quarto

Tendéncias futuras das pesquisas

Varias lacunas ainda persistem em
relacao a anquiloglossia em recem-
nascidos e devem despertar o
interesse dos pesquisadores na busca
de respostas em estudos futuros.
Temas como amamentacao e cirurgia
foram as palavras mais evidenciadas
Nna pesquisa e devem permanecer no
radar dos autores como assunto
principal a ser estudado. Entretanto, o
diagnostico, a classificacao e a
etiologia dos freios orais sdao temas
relevantes e que também necessitam

de mais pesquisas e, por isso, devem
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pais mMmais ativo, com 22 publicacoes,
ficou posicionado na décima terceira
colocacao quanto ao numero de
citacbes, a mesma classificacao da
Nigéria, com apenas 5 trabalhos
publicados (TABELA SUPLEMENTAR
3). Uma justificativa plausivel poderia
ser em funcdo de o pais contar com
as producdes mais recentes,
conforme demonstrado na FIGURA
4B. Assim, essa realidade tende a
mudar nos proximos anos. Vale
lembrar que o pais € o Unico no
mundo a ter uma lei que determina a
aplicacdo de protocolo para a
avaliacao do frénulo lingual em todos

recém-nascidos em seu territorio®.

ocupar lugar de destaque nas futuras

publicacoes.

O fendtipo do frénulo lingual é o
somatorio de todas as  suas
caracteristicas anatbmicas, como
forma, composicao e insercao. Desse
modo, a natureza subjetiva do seu
diagnodstico € um grande desafio para
a comunidade cientifica. Por isso
existe a necessidade de
desenvolvimento e/ou
aprimoramento de ferramentas de

avaliacao do frénulo lingual. Para
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Hatami et al *® os modelos existentes
nao sao eficazes para auxiliar no
diagndstico em relacao aos critérios
para indicar a realizacdo de

procedimento cirdrgico.

De igual modo pode ser dito em
relacao a classificacdao do frénulo
lingual. Segundo Mills et al (2019)% a
anquiloglossia € um diagndstico
clinico e os sistemas de classificacao
para anquiloglossia mais utilizados
atualmente™? tém como base a
observacao de uma dnica
caracteristica anatomica relacionada
a aparéncia do frénulo, ou seja, a
altura da sua insercao na superficie
ventral da lingua. Para ele, como a
associacao entre estrutura e limitacao
funcional ainda € incerta, O
diagnostico de anquiloglossia

permanece subjetivo.

A respeito da etiologia, a presenca do

fréenulo lingual é justificada pela

5. Concluséao

Os resultados deste estudo
evidenciam o crescente interesse que
a tematica dos freios orais em recem-
nascidos tem despertado Nna
comunidade cientifica, com o0s
Estados Unidos liderando em relacao

ao numero de publicacdes e citacdes
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auséncia de apoptose, que & um
mecanismo  de morte  celular
geneticamente programado e
fundamental para remodelacao dos
tecidos, durante o desenvolvimento
embrionario. Portanto, estudos
abrangentes, baseados no
sequenciamento completo do exoma
(WES, whole exome sequencing) e
genoma (WGS, whole genome
seqguencing) devem ser incentivados,
uma Vvez que Ss3ao as  principais
estratégias para desvendar variantes
causais para diversas alteracdes,
incluindo as malformacdes dos freios
orais 6 Afinal, estudos de
seguenciamento gendmico, muito
utilizados para investigar outras
malformacdes orais e sindromes,
ainda sao inéditos em relacao as
anomalias dos freios, e nao foi
encontrado na base PUBMED
nenhum estudo de WGS envolvendo

O tema.

nesta area de pesquisa. Os termos
mais frequentemente mencionados
neste estudo, nomeadamente
"cirurgia" e '"aleitamento materno,"
destacam a necessidade premente de

uma compreensao mais profunda do
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impacto da cirurgia na melhoria da

amamentacgao.

Além disso, as palavras-chave que
emergiram como relevantes nas
publicacdes mais recentes, como
"complicacdes cirdrgicas,”
"controvérsias," e '"laser," sugerem a
importancia de estabelecer uma base
solida para abordagens cirdrgicas,
junto a implementacao de técnicas

destinadas a minimizar o0s riscos

associados a esse procedimento.

Esses achados indicam que, embora

haja uma vasta producao de

6. Conflito de interesses

conhecimento sobre o tema, ainda
persiste uma lacuna em relacao a
abordagem cirdrgica da
anquiloglossia, assim como o seu real
efeito na amamentacao. As direcdes
futuras de pesquisa devem focar em
estudos longitudinais para avaliar os
resultados em longo prazo dessas
intervencdes. Promover colaboracdes
internacionais também podera
ampliar o entendimento global e
fornecer uma base mais robusta para

praticas clinicas padronizadas.

Os autores declaram a inexisténcia de conflito de interesse com o presente

artigo.
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Arquivos Suplementares

QUADRO SUPLEMENTAR 1 - Visualizacdao das palavras-chave e os termos
utilizados para seu agrupamento no software VOSviwer.

Palavras chaves

Unificagao dos termos

analgesia anesthesia
analgesic agent anesthesia
analgesic effect anesthesia
anesthesia anesthesia
general anesthesia anesthesia
topical benzocaine anesthesia

aleitamento materno

breastfeeding

breast feeding

breastfeeding

breastfeeding

breastfeeding

craniofacial abnormalities

craniofacial abnormalities

craniofacial abnormalities/genetics

craniofacial abnormalities

craniofacial malformation

craniofacial abnormalities

craniofacial synostosis

craniofacial abnormalities

mouth abnormalities

craniofacial abnormalities

oral anomalies

craniofacial abnormalities

diagnosis diagnostic
diagnostic diagnostic
diagnostico diagnostic
disease severity diagnostic
clinical consensus diagnostic
early diagnosis diagnostic
overdiagnosis diagnostic
demography epidemiology
incidence epidemiology
prevalence epidemiology

prevaléncia

epidemiology

feeding behaviour

feeding difficulties

feeding difficulties

feeding difficulties

feeding difficulty

feeding difficulties

feeding disorder

feeding difficulties

dna sequence genetic
dna/genetics genetic
gene genetic
gene mutation genetic
genes genetic
genes, recessive genetic
genetic genetic
genetic diseases genetic
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genetic linkage genetic
genetic variability genetic
X chromosome genetic
x chromosome linkage genetic
diode laser laser
laser frenotomy laser
laser surgery laser
lasers laser
lasers semicondutores/uso terapéutico laser
breast diseases maternal pain
breast feeding pain maternal pain
mastalgia maternal pain
nipple pain maternal pain
pain maternal pain
pain assessment maternal pain
cleft face oral clefts
cleft lip oral clefts
cleft palate oral clefts
congenital midline cervical cleft oral clefts
psychological aspect psychological aspect
psychology psychological aspect
neonatal screening screening
screening method screening
screening tool screening
language development speech
speech speech
speech disorder speech
speech disorders speech
speech outcomes speech
speech therapy speech
SUCCA0 sucking
sucking sucking
sucking behavior sucking
sucking training sucking
anquiloglossia/cirurgia surgery
frenectomy surgery
frenetomy surgery
frenotmy surgery
frenotomy surgery
frenulectomy surgery
frenulotomy surgery
lingual frenum/surgery surgery
oral surgery surgery
surgery surgery
surgery techniques surgery
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surgical surgery
surgical approach surgery
surgical management surgery
surgical technique surgery
tongue-tie division surgery
complication surgery complication
complications surgery complication
complications surgery surgery complication
hypovolemic shock surgery complication
infection surgery complication
major complications surgery complication
hemorrhage surgery complication
submandibular albscess surgery complication
cohen syndrome syndrome
goldenhar syndrome syndrome
hanhart syndrome i syndrome
hutchinson-gilford progeria syndrome
(hgps) syndrome
malformation syndrome syndrome
multiple malformation syndrome syndrome
orofaciodigital syndromes syndrome
pierre robin syndrome syndrome
trisomy 13 syndrome
ulnar mammary syndrome syndrome
t box transcription factor tbx22 thbx gene
t-box domain proteins thx gene
thx22 tbx gene
tbx22 gene thbx gene
thx22 protein thx gene
tbx3 gene tbx gene

TABELA SUPLEMENTAR 2 - Visualizacao das palavras-chave por ordem.
ltem Palavras (inglés)  ocorréncia

1 surgery 198
2 breastfeeding 151
3 diagnostic 35
4 epidemiology 26
5 syndrome 22
congenital
6 disorders 17
7 maternal pain 16
8 oral clefts 16
9 speech 15
10 genetic 14
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TABELA SUPLEMENTAR 2 - Paises que mais publicaram, por ordem de numero de
artigos publicados.

[e]

ltem Pais N°Artigos .. .
citacdo
1 United States 104 2548
United

2 Kingdomn 46 1276
3 Australia 28 629
4 Brazil 22 55
5 Canada 17 438
S Spain 12 109
7 India 10 20
8 Israel 10 243
9 Switzerland 8 295
10 Germany 7 97
N New Zealand 7 89
12 Thailand 7 101
13 Turkey 7 42
14 France o 78
15 Italy 6 39
16 Japan 6 96
17 China 5 23
18 Nigeria 5 55
19 Iran 4 33
20 Poland 4 10

TABELA SUPLEMENTAR 3 - Paises que mais publicaram, por ordem de numero de

citacoes.
. N° N°
item Pais citagcdo Artigos

1 United States 2548 104
2 United Kingdom 1276 46
3 Australia 629 28
4 Canada 438 17
5 Switzerland 295 8
6 Israel 243 10
7 Spain 109 12
8 Thailand 101 7
9 Cermany 97 7
10 Japan 96 6
1 New Zealand 89 7
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12 France 78 S
13 Brazil 55 22
14 Nigeria 55 5
15 Turkey 42 7
16 Italy 39 6
17 Iran 33 4
18 China 23 S
19 India 20 10
20 Poland 10 4
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FIGURA SUPLEMENTAR 1- Visualizacao dos autores que

tema proposto.
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