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RESUMO

Objetivo: Investigar e correlacionar a pressdo lingual da regido anterior e
posterior em contragao isométrica e durante degluti¢ao de saliva de individuos
com osteogénese imperfeita. Métodos: Estudo transversal observacional, do
qual participaram 22 sujeitos, com média de idade de 12,09 anos, divididos
em osteogénese imperfeita leve (tipo 1) (n=15) e osteogénese imperfeita
moderada-grave (tipos 3,4 e 5) (n=7). O lowa Oral Pressure Instrument foi
utilizado e foi aferida a pressdo em isometria de lingua da regido anterior,
da regido posterior e durante degluticdo. As andlises estatisticas foram
realizadas no programa SPSS, por meio dos testes Mann Whitney, correlagao
de Spearman e modelo de regressao linear simples. O nivel de significancia
de p<0,05 foi utilizado. Resultados: A pressdo em isometria de lingua foi
maior na regido anterior do que na regido posterior na amostra total e no
grupo com osteogénese imperfeita moderada-grave. A pressao da regido
anterior durante degluticdo de saliva foi maior no grupo com osteogénese
imperfeita leve. Também foi observada maior pressdo de lingua da regido
posterior nesse grupo. Conclusdo: Maior pressdo da regido anterior de
lingua correlaciona-se a maior pressao da regido posterior de lingua, porém,
nao ha correlagdo significativa entre a capacidade isométrica de lingua e a
pressao de lingua durante a fung@o de degluticao de saliva.

Palavras-chave: Fonoaudiologia; Sistema estomatognatico; Lingua;
Osteogénese imperfeita; Crianga; Adolescente

ABSTRACT

Purpose: To investigate and correlate the lingual pressure of the anterior
and posterior region in isometric contraction and during saliva swallowing
of individuals with Osteogenesis Imperfecta (OI). Methods: This was
an observational cross-sectional study, 22 subjects participated, with an
average age of 12.09 years, divided into mild OI (OIL) (type 1) (n=15) and
moderate/severe OI (OIMG) (types 3,4 and 5) (n=7). The Iowa Oral Pressure
Instrument (IOPI) was used and tongue isometry pressure was measured
in the anterior region, posterior region and during swallowing. Statistical
analyses was done with the SPSS program using the Mann Whitney test,
Spearman correlation and simple linear regression model. The significance
level of p<0.05 was used. Results: Pressure in tongue isometry was greater in
the anterior region than in the posterior region in the total sample and in the
OIMG group. The pressure of the anterior region during saliva swallowing
was higher in the OIL group. Greater tongue pressure was also observed
in the posterior region in the OIL group. Conclusion: Greater pressure
in the anterior region of the tongue is correlated with greater pressure in
the posterior region of the tongue, but there is no significant correlation
between the isometric tongue capacity and the tongue pressure during the
saliva swallowing function.

Keywords: Speech-language pathology; Stomatognathic system; Tongue;
Osteogenesis imperfecta; Child; Adolescent
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INTRODUCAO

Osteogénese imperfeita (OI) ¢ uma doencga genética rara, de
prevaléncia de 1:15.000 a 20.000 individuos, que afeta a sintese
do tecido conjuntivo e apresenta ampla heterogeneidade fenotipica
e molecular. A consequéncia mais comum associada a essa
alteragdo ¢ a fragilidade 6ssea, que pode levar a multiplas fraturas
¢ deformidades dsseas progressivas, incluindo arqueamento de
0ssos longos e escoliose™?. Outras manifestagdes extraesqueletais
também sdo descritas, tais como a coloragdo azulada da esclera, a
perda auditiva no adulto jovem e a hipermobilidade articular®.

Entre as alteracdes extraesqueletais, também foram descritas
as musculares®. Dentro das alteragdes musculares, podem-se
considerar, também, alteragdes no sistema estomatognatico e
em suas fungdes. Disturbios nas fungdes de degluti¢do e sucgao,
disturbios respiratorios do sono, bem como nas articulagdes
temporomandibulares foram observados em estudos recentes®®.
Contudo, a literatura a respeito das questdes musculares e
funcionais estomatognaticas nessa populacdo ainda ¢ escassa.
Considerando que o manejo multidisciplinar melhora a qualidade
de vida dos pacientes com osteogénese imperfeita®, estudos que
abordem as caracteristicas oromiofuncionais nesses individuos
sdo de relevante importancia.

O efeito do tecido conjuntivo anormal da Ol nas vias aéreas
superiores, associado a despropor¢ao do tamanho relativo entre
a lingua ¢ a cavidade oral, ja foi sugerido como um fator de
risco para apneia do sono’”. Assim, a lingua é uma estrutura de
contribui¢do fundamental no desempenho de todas as fungdes
estomatognaticas, e suas regides anterior e posterior apresentam
constituicao diferente de fibras e de tecido conjuntivo, que
pode estar relacionada as distintas formas de desempenho das
fungdes!*!V. Para aferir de forma quantitativa a pressio da lingua,
o lowa Oral Performance Instrument (I0OPI) é o instrumento
considerado padrio ouro!*!®. Na literatura consultada, ndo
foram encontrados estudos que tenham avaliado a pressdo de
lingua na populacdo com OI. Assim, o objetivo deste estudo
foi investigar e relacionar a pressao lingual da regido anterior e
posterior em contragao isométrica e durante degluti¢do de saliva
de criangas e adolescentes com osteogénese imperfeita (OI).

METODOS

Estudo transversal observacional, aprovado pelos comités de
ética em pesquisa da Universidade Federal do Rio Grande do Sul
(UFRGS), CAAE 04448218.7.3001.5347 e do Hospital de Clinicas
de Porto Alegre (HCPA), CAAE 04448218.7.0000.5327, parecer de
aprovacao n®3.526.427. Todos os participantes e seus responsaveis
assinaram o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE).

Os participantes desta pesquisa foram recrutados no Centro de
Referéncia em Osteogénese Imperfeita do HCPA, no Sul do Brasil.
Os critérios de inclusdo foram apresentar diagnostico médico de
Ol e ter idade entre 6 e 19 anos. Os critérios de exclusdo foram
historicos de tratamento fonoaudioldgico nos ultimos seis meses
e de cirurgia, tumores ou traumas na regido de cabeca e pescoco.

A amostragem foi de conveniéncia, com base nos critérios de
inclusdo. A estimativa de tamanho amostral, a partir dos pacientes
cadastrados, identificou que 70 pacientes poderiam participar do
estudo, sendo 67,14% (47) com OI tipo 1 e 32,85% (23) com
Ol tipos 3, 4 e 5. Realizou-se um agrupamento dos casos de Ol,
sendo Ol leve (grupo OIL) participantes com classificacdo clinica
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Ol tipo 1, e O moderada e grave (grupo OIMQG) participantes
com classificagdo clinica de Ol tipos 3, 4 e 5©.

Para o calculo amostral, foi utilizada uma base estimativa de
prevaléncia nos dois grupos (OIL vs. OIMG) e adotou-se significancia
5% (a) e erro amostral (d) 0,16. Por se tratar de uma doenga rara,
também se utilizou férmula para corregdo de populacdo finita.
Resultou em tamanho minimo de amostra de 22 casos, implicando
15 casos no grupo OIL e sete casos no grupo OIMG.

Apos a consulta de rotina no ambulatdrio, os pacientes
que aceitaram participar foram direcionados para a avaliagdao
do estudo. Para avaliagdo da pressao da lingua, foi utilizado o
IOPI, aparelho portatil, composto de um transdutor de pressao
conectado aum bulbo com ar. Ao pressionar o bulbo pela lingua
contra o palato duro, a mudanca de pressao gerada ¢ captada
e visualizada em sua tela Liquid Crystal Display (LCD)",
Os critérios de biosseguranca foram seguidos e trés medidas
foram tomadas para cada prova, com intervalo de descanso de
um minuto entre elas. Para posterior anélise, foram considerados
os maiores valores obtidos em cada uma das provas; somente
para a prova de degluticao foi utilizado o valor médio dos trés
momentos'®. As seguintes provas foram realizadas'>!9:

a) Pressdo da regido anterior de lingua (Figura 1): elevar a
lingua em diregdo a regido anterior do palato e pressionar
o bulbo posicionado nessa regido. Depois de o bulbo ser
posicionado na regido anterior do palato do participante pelo
avaliador, aquele recebeu a seguinte instrucao: “Pressione o
baldo de ar com a ponta da sua lingua o maximo possivel”.
Apos dois segundos, o avaliador sinalizou que deveria
cessar a pressao. A sequéncia foi repetida trés vezes, com
intervalo de um minuto entre cada repeti¢ao';

b) Pressdo da regido posterior de lingua (Figura 2): elevar
o dorso da lingua em direg@o ao palato e pressionar o
bulbo posicionado nessa regido. Depois de o bulbo ser
posicionado na regido do palato sobre o dorso da lingua
do participante pelo avaliador, aquele recebeu a instrugao:
“Pressione o baldo de ar com o meio da sua lingua o

Figura 1. Posicdo do bulbo durante tarefas de pressédo da regiao
anterior de lingua e pressao durante degluticao de saliva
Fonte: O autor
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Figura 2. Posicdo do bulbo durante tarefa de presséo da regiao

posterior de lingua
Fonte: O autor

maximo possivel, conforme mostrei anteriormente”.
Apds dois segundos, o avaliador sinalizou que deveria
cessar a pressdo. A sequéncia foi repetida trés vezes,
com intervalo de um minuto entre cada repetigao‘'®;

c) Degluticao (Figura 1): deglutir saliva de forma habitual,
com o bulbo posicionado na regido anterior do palato,
equivalente a prova de pressao da regido anterior de lingua.
Ap0s o bulbo ser posicionado na regido anterior do palato
do participante pelo avaliador, aquele recebia a instrugéo:
“Engula a saliva”. Essa a¢do foi repetida trés vezes, com
intervalo de um minuto entre cada repetigéo .

O tratamento estatistico dos dados foi realizado com o auxilio
do programa estatistico SPSS®, versao 20.0 para Windows®.
Para todos os testes empregados, foi considerada significancia
de 5%, ou seja, a hipotese nula foi rejeitada quando p-valor foi
menor ou igual a 0,05. A apresentacdo dos resultados ocorreu por
meio das distribuigdes absoluta e relativa (n - %), bem como pelas
medidas de tendéncia central (média e mediana) e de variabilidade
(desvio padrdo e amplitude), com estudo da simetria pelo teste
de Shappiro Wilk. Na comparagdo das variaveis continuas entre
dois grupos independentes, foi utilizado o teste de Mann Whitney
U. Relagoes de linearidade foram estimadas pelo coeficiente de
correlagdo de Spearman. Nao foram determinados grupos etarios
e, portanto, o modelo de regressao linear simples foi aplicado.

RESULTADOS

Participaram 22 individuos, sendo 15 grupo OIL e 7 grupo
OIMG. A média da idade da amostra total foi 12,09 +4,3 anos; do
grupo OIL 12,87 +3,6 ¢ do grupo OIMG 10,43 £5,5. Na amostra
total, 12 participantes (54,6%) eram do género feminino, sendo
6 (40%) do grupo OIL e 6 (85,7%) do grupo OIMG.

A regido anterior da lingua apresentou maior média de
pressao na amostra total e no grupo OIMG. No grupo OIL, foi
a regido posterior de lingua que apresentou maior média de
pressdo. Houve diferenga entre as médias apresentadas na regido
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posterior de lingua entre os grupos, indicando o grupo OIL com
maior média de pressdo de lingua na regido posterior, do que
o grupo OIMG (p=0,007). Durante a fun¢do de degluti¢ao de
saliva, ambos os grupos apresentaram médias semelhantes de
pressdo de lingua para regido anterior (p=0,881) (Tabela 1).

Houve correlagdo moderada entre a pressdao de lingua da
regido anterior ¢ a pressdo de lingua da regido posterior (p=0,001),
evidenciando que, quanto maior a pressdo da regido anterior,
também maior a da regido posterior. Nao houve correlagdo entre a
presséo de lingua da regido anterior e pressao de lingua da regido
anterior durante deglutigéo de saliva (p=0,988), indicando que, nesta
amostra, a capacidade de pressao de lingua da regido anterior ndo
apresentou correlacao com a pressao da regido anterior de lingua
exercida durante a fun¢do de degluticao de saliva. Ja a pressao
da regido posterior de lingua apresentou correlagdo moderada,
mas nao houve diferenca (p=0,087) com a pressao da regido
anterior de lingua durante a fungdo de deglutigdo, apontando
uma tendéncia de que, nesta amostra, a capacidade de pressdo
da regido posterior seja relacionada a pressdo exercida na regido
anterior durante a degluticdo de saliva (Tabela 2).

Os resultados para o modelo de regressdo linear simples
apresentaram coeficiente de determinagao (R Square) de 0,195 para
a pressdo de lingua na regido anterior, indicando que 19,5%
dos resultados podem ser explicados em func¢do da idade. Para
a pressao de lingua durante degluti¢@o de saliva, o coeficiente
de determinacao (R Square) foi de 0,176, ou seja, 17,6% dos
resultados podem ser explicados pela idade. Para a pressao de
lingua na regido posterior, o coeficiente de determinagdo (R
Square) foi de 0,285, ou seja, 28,5% dos resultados podem ser
explicados em funcdo da idade.

DISCUSSAO

Com relagdo aos valores para pressdao da regido anterior
de lingua, um estudo verificou que jovens adultos saudaveis
apresentaram valores de 63,94 kPa para homens e 50,27 kPa para
mulheres. Esses dados, bem como a média ponderada para a
populagdo jovem adulta informada pelo manual do IOPI'? sdo
superiores aos achados do presente estudo. Em contrapartida,
outro estudo constatou que um grupo de criangas entre 6 ¢
10 anos, sem necessidade de tratamento ortodontico, apresentou
37,80 kPa, valor inferior, portanto aos observados na presente
amostra’®. Semelhante aos dados do atual estudo, encontrou-se
que jovens adultos saudaveis apresentaram média de 48,7 kPa
para a regido anterior™. Logo, os individuos com média de
idade de 12 anos, portadores de OI, apresentaram desempenho
semelhante ao de adultos jovens da populag@o brasileira.

A pressao da regido posterior de lingua foi observada em
estudo com jovens adultos saudaveis e confrontou os dados desta
pesquisa, ao verificar 38,4 kPa, valor inferior ao da presente
amostra”. No entanto, outro estudo observou valor superior na
faixa etaria de 20 a 29 anos; os autores encontraram pressao para
regido posterior de lingua de 56,15 kPa®”. Estudo com criangas
e adolescentes de 3 a 16 anos observou valores para as faixas a
partir dos 6 anos de idade, em geral, superiores aos do presente
estudo; apenas nas faixas de 6 anos e 10 anos — meninos — os
valores estiveram proximos aos do atual estudo. Dessa forma,
na regido posterior de lingua, foi observado que a forca da
lingua pediatrica aumentou com a idade ¢ ndo houve diferenga
geral significativa entre os géneros. Apenas uma tendéncia
foi observada, com as meninas apresentando maior forga da
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Tabela 2. Anélise de correlagao entre pressao de lingua durante as tarefas

Tarefa: Comparacées

Correlacao de Spearman

r Valor de p
Pressao de lingua
Posicao da regiao anterior (kPa) Posicdo da regiao posterior (kPa) 0,663 0,001**
Posicao da regiao anterior (kPa) Degluticao de saliva regido anterior (kPa) *°* -0,004 0,988
Posicdo da regiao posterior (kPa) Degluticdo de saliva regiao anterior (kPa) A -0,382 0,087

**valores estatisticamente significativos (p<0,05) — Teste de correlagdo de Spearman

Legenda: kPa = kilopascal — unidade de medida pressao; “DA = dados ausentes; r = classificagao da correlagao (correlagao bem fraca 10,000l a 10,1991; correlagao
fraca 10,200l a 10,399I; correlagdo moderada-; 10,4001 a 10,699I; correlagao forte 10,700I a 10,899I; correlagao muito forte 10,9001 a 11,001 (A))

lingua do que os meninos, aos 10 anos, € meninos superando
as meninas com maior forga da lingua aos 14 ¢ 16 anos®V.

Em relagdo a tarefa de degluti¢do, dados da literatura
apontam valores para pressao de lingua superiores aos achados
presentes. Em criancgas entre 4 ¢ 9 anos foi observada pressao
de dorso durante deglutigdo de 53,73 kPa®?. Destaca-se que a
posicéo do bulbo para o mencionado estudo®? foi diferente da
posi¢do utilizada na presente amostra. Assim, ndo foi possivel
estabelecer uma comparagio direta com este estudo, porém, os
resultados dos autores apresentam valores muito discrepantes
dos observados na populagdo com OI@?,

A literatura mostra que a limitacdo de movimento nas
articulagdes temporomandibulares pode estar presente na OI®.
Em participantes com disfung@o temporomandibular na faixa
etaria de 18 a 28 anos, foi verificada média de 34,333 kPa
para degluticdo com o bulbo localizado na papila incisiva e os
individuos deglutindo a saliva. Os autores também observaram
que a pressdo da lingua na protrusdo e na degluticdo da saliva
correlacionou-se negativamente com a fung@o de degluticdo
para individuos com disfun¢@o temporomandibular. Portanto,
individuos com disfungdo temporomandibular com redugio da
pressdo na lingua apresentam maior dificuldade em realizar a
fungdo de deglutigdo de forma adequada®.

Os disturbios de degluti¢do em criangas e adolescentes
com OI ja foram relatados em criangas e adolescentes com
OI1®, dados que podem sugerir, entdo, que os participantes
do presente estudo, considerando os valores observados para
pressao de lingua durante deglutigdo, apresentavam dificuldade
em realizar a fungdo de degluticdo de forma adequada ou
realizavam a degluti¢do de forma adaptada.

Nas comparagdes entre os grupos de Ol foi observada maior
pressdo de lingua da regido posterior no grupo OIL. Estudo
com analise cefalométrica em jovens adultos avaliou os efeitos
da pressao da lingua e dos labios na morfologia dentofacial.
O aumento da pressao da regido anterior da lingua aumenta a
medida que a base posterior do cranio aumenta e que o overjet
diminui. Além disso, quanto maior a distancia do plano palatino ao
dorso da lingua, menor € o valor da pressdo posterior da lingua®?.
Analises cefalométricas em sujeitos com Ol encontraram medidas
lineares sagitais e verticais inferiores as observadas nos grupos
controles, sendo a base anterior do cranio nos tipos III e IV OI
ainda menor do que no tipo I; em contrapartida, a base posterior
do cranio ndo apresentava alongamento compensatorio®. Assim,
sendo as medidas lineares em Ol tipo I maiores, poderia ser uma
justificativa para a maior pressao da regido anterior.

Em média, 57% da constituicdo das fibras musculares do
corpo da lingua, sendo este a regiao das papilas circunvaladas até
o frénulo'?, sdo fibras de contragéo lenta'!V, enquanto na lamina
da lingua esse percentual é de 46%", sendo esta a regido anterior
ao frénulo"?, Estudo verificou que a lamina ainda apresentou,
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entre outras diferencgas, o tecido conjuntivo mais frouxo?,
enquanto, o lado medial do corpo ¢ a base apresentaram, entre
outras caracteristicas, menor tecido conjuntivo?,

Embora a razio para tais diferengas ainda nio esteja totalmente
elucidada, fibras musculares pequenas e a grande quantidade de
tecido conjuntivo frouxo parecem relacionados ao grau em que
essas areas podem modificar sua forma. Sem esqueleto Osseo,
sdo os musculos que fornecem a estrutura sobre a qual interagem
mecanicamente ¢ 0 movimento de um segmento requer suporte de
outro. Essa funcao de suporte provavelmente requer a contragdo
tonica, que € realizada por fibras musculares lentas'), e também o
rearranjo, que ¢ possibilitado gragas a presenca de tecido conjuntivo.
Embora ainda néo esteja claro o modo como as interconexdes da
matriz extracelular com o musculo transmitem as forgas contrateis
musculares, o colageno tipo I anormal da Ol provavelmente interrompe
aorganizagao do tecido conjuntivo e as interagdes que sao criticas
para a transmissdo da forga contratil®, o que poderia, entdo, ser
outra explica¢do para a diferenca de maior pressdo de lingua da
regido posterior no grupo OIL para o grupo OIMG. Pressupde-se
que, nos casos mais leves de Ol na regido da lingua em que ha
menos quantidade de tecido conjuntivo, ¢ possivel alcangar maior
pressdo, pois as fibras de contragdo lenta sustentam essa forca
gerada e as outras regides da lingua conseguem realizar o rearranjo
necessario, enquanto nos casos mais graves, essa reorganizagao
¢ comprometida e ndo possibilita sustentar a contragdo de uma
regiao com menos tecido conjuntivo frouxo disponivel.

Na correlagao entre as pressoes de lingua, observou-se que
maior pressdo da regido anterior de lingua esta correlacionada
a maior pressdo da regido posterior®. Estudo que avaliou se
exercicios de fortalecimento da musculatura da regido anterior
da lingua afetariam a forga da musculatura posterior da lingua
encontrou que a for¢a da lingua da parte posterior aumentou
com o aumento da for¢a do musculo anterior da lingua, devido
apenas ao exercicio de fortalecimento do muisculo anterior da
lingua. Os autores justificam que, devido a estrutura especial do
musculo da lingua, as partes anterior e posterior dos musculos
da lingua ndo podem se contrair independentemente, pois estdo
interligados para contragdo de uma maneira complicada®®.

No presente estudo, nao foi observada correlagdo significativa
entre maior pressao da regido anterior e a pressao utilizada durante
a degluticdo; da mesma forma, a pressdo da regido posterior ndo
apresentou correlagao significativa com a degluti¢do, concordando
com dados da literatura em analise semelhante, que também
ndo observou diferengas estatisticamente significativas entre a
pressao da regido anterior e posterior da lingua para pressao de
lingua e pressao de lingua durante degluticao®”. A deglutigao
¢ considerada uma tarefa lingual, cuja a execugdo ndo atinge a
for¢a maxima que a lingua ¢ capaz de alcangar e que demonstra
maior variabilidade no padrio de execugao®-?". O efeito da idade
na for¢a maxima da lingua tem sido descrito, contudo, a for¢a da
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lingua durante a degluticdo permanece estavel durante a maior
parte da vida®*®®. Assim, destaca-se a importancia de avaliar a
estrutura oral durante sua fungéo e ndo apenas sua capacidade em
desempenhar determinada tarefa que nao corresponde a funcao.
Diferentes avaliagdes em amostras significativas com
populagdes de doencgas raras sdo uma tarefa particularmente
dificil. Este € o primeiro estudo a realizar avaliagdes quantitativas
da degluticdo em criangas e adolescentes com OI. A auséncia
de um grupo controle e o tamanho amostral foram limitagdes
deste estudo. Sugere-se que pesquisa com amostra maior para
realizar divisdes etarias e que apresente um grupo controle
poderia auxiliar a compreender os achados nessa populagao.

CONCLUSAO

A correlacdo da pressao de lingua demonstrou que maior pressao
da regido anterior de lingua correlaciona-se a maior pressao da
regido posterior de lingua. Nao ha correlagdo significativa entre
a capacidade isométrica de lingua da regido anterior e posterior
e a pressao de lingua durante a funcdo de degluti¢do de saliva.
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