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ABSTRACT

Introduction: Obstructive sleep apnea (OSA) is a multifactorial sleeping breathing disorder.
In children, adenotonsillar hypertrophy remains the main anatomical risk factor of OSA.
Therefore, adeno-tonsillectomy (AT) is considered as the first line of treatment. However, AT
is not always successful in controlling OSA in children and that is why orthodontic treatments

such as rapid maxillary expansion or mandibular advancement could be a useful supplement.

Objectives: The main objective of this study was to assess the current scientific data and to
systematically summarize the evidence for the efficiency of adenotonsillectomy (AT) and
orthodontic treatment (i.e., rapid maxillary expansion (RME) and mandibular advancement) in
the treatment of pediatric OSA. The secondary objective was to describe with a case report, the

efficiency of combining AT with RME.

Material and Method: A literature search was conducted in several databases, including
PubMed, Embase, Medline, Cochrane and LILACS up to 5th April 2021. The initial search
yielded 509 articles, with 10 articles being identified as eligible after screening. The inclusion
criteria were children diagnosed with OSA by polysomnography or by a home sleep study, who
underwent surgery such as AT and orthodontic treatment (i.e. RME, mandibular advancement).
Randomized, non-randomized trials, cohort and case-control studies, case series and case

reports were included.

Then, a case-report of a seven-years-old girl was exposed to illustrate the results of this study.
The girl presented OSA and was treated first by AT then by RME. A polysomnography was
made before treatment, after undergoing AT and after RME. Apnea hypoapnea index,
respiratory disturbance index, the average of oxygen saturation and the lowest oxygen

saturation were assessed at each step.

Results: There was a greater decrease in apnea hypoapnea index and respiratory disturbance
index, and a major increase in the lowest oxygen saturation and the oxygen desaturation index
after undergoing both treatments. Nevertheless, the reappearance of OSA could occur several

years after reporting adequate treatment.
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Conclusions: AT and orthodontic treatment were more effective together than separately to
cure OSA in pediatric patients. In order to avoid recurrence of OSA, myofunctional therapy
could be recommended as a follow-up. However, further studies with good clinical evidence

are required to confirm this finding.
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RESUMEN

Introduccion: La apnea obstructiva del suefio (AOS) es un trastorno del suefio multifactorial.
La hipertrofia adenoamigdalar es la principal causa de AOS en los nifios en edad prepuberal.
Por lo tanto, la adenoamigdalectomia (AT) se consideraba como primera linea de tratamiento.
Sin embargo, la AT no siempre tiene éxito en controlar la AOS en nifios y es por lo cual los
tratamientos de ortodoncia tales como la expansion rapida del maxilar (ERM) o el avance

mandibular podrian ser un complemento util.

Objetivos: El objetivo principal de este estudio fue evaluar la literatura cientifica actual para
analizar la eficacia de la combinacion de un tratamiento quirurgico como la adenotonsilectomia
en combinacién con un tratamiento de ortodoncia (expansion rapida maxilar o avance
mandibular) en el tratamiento de la AOS pediatrica. Como objetivo secundario describir
mediante un caso clinico la eficacia de la combinacion de la adenotonsilectomia con el

tratamiento de expansion rapida del maxilar.

Material y Método: Se realizé una busqueda bibliografica en varias bases de datos, incluyendo
PubMed, Embase, Medline, Cochrane y LILACS hasta el 5 de abril 2021. La btisqueda inicial
arrojo6 509 articulos, con 10 articulos identificados como elegibles después de la seleccion. Los
criterios de inclusion fueron nifios diagnosticados de AOS por polisomnografia o poligrafia,
que se sometieron a tratamientos de cirugia tal como la AT y a tratamientos de ortodoncia (p.ej.,
ERM, avance mandibular). Investigaciones aleatorizadas y no aleatorizadas, estudios de

cohortes, estudios de casos y controles y reportes de casos fueron incluidos.

Luego, se ha expuesto un caso clinico de una paciente femenina de 7 afios para ilustrar los
resultados del estudio. La paciente presentaba una AOS grave y fue tratada primero por AT y a
continuacion por ERM. Se realiz6 una polisomnografia antes del tratamiento, después de
someterse a AT y después de ERM. Se evaluaron el indice de apnea-hipoapnea, el indice de
alteracion respiratoria, el promedio de la saturacion de oxigeno y la saturacion de oxigeno mas

baja en cada paso.

Resultados: Después de someterse a ambos tratamientos, hubo una mayor disminucion del
indice de apnea-hipoapnea (IAH) y del indice de alteracion respiratoria (IAR), y un aumento

importante de la saturacion de oxigeno (SaO>) minima y del indice de desaturacion de oxigeno

12



(IDO). Sin embargo, la reaparicion de la AOS podia ocurrir varios afios después de informar de

un tratamiento adecuado.

Conclusiones: La AT y el tratamiento ortoddncico fueron mas eficaces juntos que por separado
para curar la AOS en pacientes pediatricos. Para evitar la recurrencia de AOS, la terapia
miofuncional (TM) podria recomendarse como seguimiento. Sin embargo, otros estudios con

buena relevancia clinica son necesarios para confirmar este hallazgo.

13



INTRODUCCION

14



1. INTRODUCCION

1.1. Definicion

El suefio es un proceso bioldgico complejo. Es un estado de inconsciencia reversible en el que
se reduce el metabolismo y la actividad motora. Hay dos tipos diferentes de suefio: Suefio de
movimientos oculares rapidos (REM) y suefio no REM (NREM). El suefio NREM (suefio sin
suefios) se divide en cuatro etapas (1-4). La primera etapa NI, es la etapa mas ligera,
caracterizada por una transicion de la vigilia al suefio'”. En esta fase, es muy facil despertarse,
la actividad muscular disminuye paulatinamente y pueden observarse algunas breves
mioclonias hipnicas®. La segunda etapa N2 comprende el mayor porcentaje del suefio totalV,
Las fases N3 y N4 son las etapas de ondas lentas® y corresponden al suefio profundo"). Después
de aproximadamente 70 a 80 minutos de sueiio profundo, el suefio se aclara y sigue un periodo
REM, que generalmente se asocia con suefios activos y movimientos corporales. Este ciclo se

repite a intervalos de aproximadamente 90 minutosV,

Los trastornos del suefio son un grupo de afecciones que alteran los patrones normales del suefio
de una persona. Existen muchos tipos diferentes de trastornos del suefio. Se pueden clasificar
en primarios y secundarios. Los trastornos primarios del suefio son el resultado de alteraciones
enddgenas, mientras que los trastornos secundarios del suefio son el resultado de diversas
afecciones médicas y psiquiatricas, como depresion, problemas de tiroides y accidente
cerebrovascular"). Los trastornos de la respiracion durante del suefio (TRS) abarcan una
variedad de trastornos tales como la apnea obstructiva del suefio (AOS), la apnea central del

suefio o la hipoventilacion relacionada con el suefio®.

Asi, la apnea del suefio se considera un trastorno del suefio primario que se caracteriza por
pausas respiratorias durante el suefo. Hay 3 tipos principales de apnea del suefio: AOS, apnea
central del suefo y apnea del suefio compleja. Una apnea obstructiva se define como un cese
del flujo de aire durante al menos 10 o mas segundos y es el resultado del colapso de la parte
superior durante el suefio. Por el contrario, durante una apnea central, la interrupcion del flujo
de aire ocurre cuando hay una falta de esfuerzo para respirar, que generalmente surge de los
centros respiratorios del cerebro hacia los musculos que controlan la respiracion. Algunos
pacientes presentan una combinacidon de apnea obstructiva y central, que se denomina apnea

del suefio compleja™®.
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La AOS se caracteriza por episodios recurrentes de colapso parcial o completo de la via aérea
superior, con disminucién (hipoapnea) o cese (apnea) del flujo de aire, a pesar de los esfuerzos
inspiratorios®. Asi, una apnea obstructiva se define como una obstruccion total o reduccion >
90% de la via aérea superior durante el suefio de duracion igual o superior a 10 segundos®.
Mientras que una hipoapnea se define como una obstruccion parcial ( >30% y <90%) de la via
aérea superior durante el suefio durante un igual o superior a 10 segundos que cursa con una
disminucion de la saturacion de al menos un 3% y/o un despertar transitorio (arousal) en el

electroencefalograma”.

La AOS puede también caracterizarse por los esfuerzos respiratorios asociados a
microdespertares (ERAM) que se definen como un periodo mayor de 10 segundos de

incremento progresivo del esfuerzo respiratorio que acaba con un microdespertar(®.

1.2. Severidad

La gravedad de la AOS se evalua segun en el indice de apnea-hipoapnea (IAH) que corresponde
al nimero de apneas hipopneas por hora o seglin el indice de alteracion respiratoria (IAR) que
es la suma de apneas, hipopneas y ERAM por hora de suefio . En los adultos, la AOS se
clasifica como leve (IAH o IAR entre 5 y 15), moderada (IAH o IAR entre 15 y 30) y grave
(IAH o IAR mayor de 30)®.

Sin embargo, en los nifios, una AOS leve se diagnostica con un IAH o IAR entre 1 y 5, una
AOS moderada con un IAH entre 5y 10, y una AOS grave con un IAH mayor de 10®,

La clasificacion de la AOS seglin la gravedad se resume en la Tabla 1.

Gravedad AOS | Leve | Moderado | Grave

Adultos—-IAH |5-15|15-30 >30

Nifios — IAH 1-5 |5-10 >10

Tabla 1: Clasificacion de la AOS
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1.3. Prevalencia de la AOS pediatrica

La prevalencia varia segin el método de diagndstico empleado (polisomnografia,
pulsioximetria, encuestas, ...). En los nifos, la prevalencia de la AOS y de otros trastornos
respiratorios relacionados con el suefio fue estimada entre un 1% y un 5,8% utilizando
procedimientos de diagndstico objetivos tales como la polisomnografia o la pulsioximetria®!'?,
Sin embargo, utilizando indicadores subjetivos como las encuestas de los padres, la prevalencia

fue evaluada entre un 4% y un 11%1% 13,

1.4. Patogénesis

1.4.1. Mecanismo de colapsabilidad

A
P
Re [ | e
Nose Pus Pos Trachea
Upstream AR Downstream
segment segment
Collapsible
segment
B C D
21 [ Pear | Rps Rus Pear | Rpe Rus J Pear | Rpe
Pyg ___ Pog Pye K Poe Pyg Pog
Peqir>Pue, Pos Pue > Pegir > Pps Pue, Poe> Pearr

Figura 1: Patogénesis de la via aérea!!?

La faringe es un segmento colapsable que esta bordeado por segmentos rigidos ascendentes
(vias nasales) y descendente (traquea). Estos segmentos se caracterizan por presiones
intraluminales (PUS y PDS, en los segmentos ascendentes y descendentes respectivamente) y

resistencia al flujo de aire (RUS y RDS, respectivamente)'¥). (Figura 1A)

La PCRIT se define como la presion critica de cierre, es la presion a la cual se colapsa la faringe.
En efecto, durante cada inspiracion, la presion generada por el diafragma es negativa. Por lo
cual, la disminucion del tamano de la via aérea depende del equilibrio entre las fuerzas de

colapso de las paredes de la via aérea y las fuerzas de dilatacion opuestas!™.
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Cuando la PUS y la PDS son menores que la PCRIT, las vias respiratorias estan cerradas!?.

(Figura 1B)

Cuando la PUS es mayor que la PCRIT, pero menor que la PDS, la via respiratoria presenta un
flujo limitado en la inspiracion y pudiendo alternarse rapidamente entre un estado abierto y

cerrado!"¥. (Figura 1C)

Cuando tanto el PUS como el PDS permanecen por encima de la presion critica, las vias

respiratorias son permeables!'¥. (Figura 1D)

Los aumentos en la resistencia de la via aérea provocan un aumento del trabajo de la respiracion
durante el periodo inspiratorio, limitando la circulacion de aire y/o provocando la obstruccion
de via aérea superior completa. Ademas, pequefias elevaciones en la PCRIT, se asocian a
ronquidos, mientras que elevaciones moderadas de la PCRIT (entre — 5 y 0 cmH20) se asocian
a hipopneas obstructivas. Con una PCRIT positiva, se observan apneas obstructivas periddicas

durante el suefio(!¥.

Asi, Pham LV y cols., concluyeron que casi todas las personas con AOS tenian una PCRIT
mayor de —5 cm H2O, lo que indica que el colapso de las vias respiratorias superiores es un

marcador sensible para la deteccion de la AOSU9,

1.4.2. Factores que promueven la colapsabilidad

1.4.2.1. Factores anatdmicos

Los factores anatomicos que contribuyen al estrechamiento de las vias aéreas incluyen los
depositos de grasa alrededor de la faringe en los obesos'®, la hipertrofia de los tejidos
linfoides!® 17 véase los adenoides y las amigdalas (especialmente significativas en nifios), la
macroglosia (lengua grande), las anormalidades craneofaciales tales como un maxilar estrecho
y poco desarrollado, una retrognatia (posicionamiento posterior) o micrognatia (tamano
insuficiente) de la mandibulaU®,

Asi, la via aérea faringea es un tubo colapsable rodeado de tejidos blandos dentro de una caja
rigida (estructuras 6seas). La mayoria de los pacientes con apnea obstructiva presentan una via
aérea faringea anatdmicamente pequefia, probablemente debido a un aumento de los tejidos
blandos que rodean la via aérea o un pequeiio compartimento 6seo en el que esta cerrada la via

aérea (Figura 2)®).
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Figura 2: Esquema explicativo del modelo mecanico de la via faringea. Pisue = presion

alrededor del tubo colapsable!'®,

Por lo tanto, la obesidad representa una condicion en la que existe un exceso de tejido blando
dentro de la caja rigida. Por el contrario, un pequefo recinto 6seo a nivel de la faringe tal como
en los pacientes con un deficiencia del tamafio del maxilar o de la mandibula puede ser un factor
favoreciendo la colapsabilidad de la via aérea. En consecuencia, un desequilibrio entre el habito
corporal y las anormalidades craneofaciales pueden dar como resultado un aumento de la
presion de los tejidos que rodean la via aérea faringea, lo que conlleva al cierre de esta via

aérea'®.
1.4.2.1.1. Obesidad

La obesidad afecta a la AOS principalmente a través de dos mecanismos:

- La presencia de grasa a nivel del tejido blando faringeo reduce el calibre de la luz y

aumenta el colapso de las propias estructuras®-20),

Ademas, la ubicacion de los depdsitos de grasa se considera un factor muy importante. Kim
AM vy cols., mostraron que muchas personas con AOS presentaban un aumento de la grasa en

sus lenguas en comparacion con personas obesas sin AOS (Figura 3)Y,
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Apneic Subject Normal Subject

.

BMI: 34 2 kg/m? BMI- 35 0 kg/m?

AHI: 59.1 events/hour AHI: 9.6 events/hour
Tongue Volume: 95,492 mm? Tongue Volume: 65,674 mm?®
Tongue Fat Volume: 41.686 mm? Tongue Fat Volume: 16,056 mm?
Tongue Fat Percentage: 42% Tongue Fat Percentage: 24%

Figura 3: Reparticion de la grasa en la lengua en sujetos obesos con y sin AOS®@D.
- En segundo lugar, el aumento de la presencia de grasa en las paredes toracica y

abdominal reduce significativamente la funcion respiratoria en estos pacientes!!®22),

Asi, en la poblacion pediatrica, se observa que la obesidad es un problema importante a nivel
mundial. La prevalencia de la obesidad en los nifios ha aumentado drasticamente, segtn la
Organizacion Mundial de la Salud, alrededor de 41 millones de nifios menores de 5 afios son

obesos o tienen sobrepeso en todo el mundo®?,

Ademas, la obesidad infantil no solo es un fenémeno generalizado, sino también persistente:
Es probable que alrededor del 50% de los nifios obesos sean adultos obesos¥. Los nifios con
sobrepeso u obesidad tienen un mayor riesgo de desarrollar AOS en comparacion con los nifios
de peso normal®. Cada incremento en el indice de masa corporal (IMC) por encima del

percentil 50 se asocia con un 10% mas de riesgo de AOSZ%).

Se estima que aproximadamente el 60% de la poblacion pediatrica obesa tiene AOS, mientras
que la prevalencia de AOS en nifios no obesos constituye aproximadamente entre el 1% y el

4%(11,27).
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De la misma manera, en un estudio reciente, Anderson I y cols., evaluaron la prevalencia de
AOS en ninos remitidos para el tratamiento de la obesidad y compararon esa prevalencia con
la de un grupo de peso normal. Encontraron que la prevalencia de AOS fue del 44,6% en niflos

con sobrepeso/obesidad en comparacion con el 9,1% en el grupo de peso normal®®),

1.4.2.1.2. Hipertrofia de los tejidos linfoides

La hipertrofia adenoamigdalar es la principal causa de AOS en nifios en edad prepuberal?% 39,

La hipertrofia adenoidea es una respuesta natural al aumento de la actividad inmunoldgica en
la vida temprana®?. Una infeccion, una inflamacion de las adenoideas repetida o algunos
factores genéticos podrian conducir a la obstruccion de la faringe, causando una respiracion

bucal y provocando a su vez un desarrollo craneofacial alteradoGP.

Vickers PD sugirid que la obstruccion nasal provocaba cambios en la funcién muscular,
condicionando anomalias dentofaciales®?. Asi, los nifios con hipertrofia amigdalar se
distinguen por un "facies adenoidea" que se caracteriza por un paladar estrecho en forma de
V63 una mordida cruzada posterior, una altura facial anterior aumentada, una retrognatia
mandibular, incisivos superiores proinclinados, incisivos inferiores retroinclinados, un gran

resalte®® e incompetencia labial 337,

1.4.2.1.3. Anormalidades craneofaciales

Del mismo modo, ciertas morfologias craneofaciales podrian aumentar el riesgo de que un nifio
tenga AOS. Por ejemplo, una retrognatia mandibular, una cara larga y estrecha, un paladar
estrecho y profundo, un angulo del plano mandibular aumentado, una mordida abierta anterior
y una deficiencia del tercio medio facial podrian predisponer a un nifio a desarrollar AOS®.

De la misma manera, existen varios estudios que evalian la asociacion entre la existencia de la

AOS vy las maloclusiones®3: 39,

Galeotti A y cols., describieron la prevalencia de las maloclusiones en nifios que tenian entre 2
y 10 afios. Asi, comparaban un grupo de 139 nifios que padecian de AOS con un grupo control
de 137 nifios. Los autores concluyeron que la prevalencia de las maloclusiones en nifios con
AOS fue del 89,9% mientras que fue del 60,6% en el grupo de control (p<0,001). Las
maloclusiones que se asociaban con la AOS eran la mordida cruzada posterior, variaciones en

la sobremordida (aumento o disminucion) y aumento del resalte®®,
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Del mismo modo, en el articulo de Duman S y cols., se evalu6 a 240 nifios y se determin¢ la
probabilidad de tener AOS mediante el Pediatric Sleep Questionnaire (PSQ) con un corte de
0,3339. Los autores encontraron que un perfil convexo, una direccién de crecimiento vertical
y una mandibula retrognatica eran factores de riesgo de la AOS. Ademas, se observo que la
prevalencia de boca seca, respiracion bucal y ronquidos era mayor en el grupo de alto riesgo®®).
Sin embargo, no se puede determinar la presencia de AOS solo por la morfologia craneofacial;

estos hallazgos fisicos deben interpretarse en el contexto de la historia clinica®.

1.4.2.1.4. Factores adicionales

Ademas, varios factores adicionales pueden ser capaces de afectar a la anatomia o al tamafio de
la via aérea. Estos incluyen la perfusién vascular, la posicion de la persona (supina versus
lateral), las secreciones de la via aérea y la microestructura del tejido. De estos mecanismos, la
postura es la mas importante, ya que potencialmente existe una fuerte influencia en la presion
del tejido debido principalmente a los efectos de la gravedad en los tejidos de las vias

respiratorias*?),

1.4.2.2. Factores neuromusculares

1.4.2.2.1. Ineficacia o actividad reducida de los musculos dilatadores de las vias aéreas

Al carecer de un marco esquelético rigido, la permeabilidad de las vias respiratorias superiores
se debe principalmente a los musculos dilatadores circundantes tales como el velo del paladar
y el geniogloso. Asi, la activacion de los musculos dilatadores del faringeo es el proceso
primario que contrarresta las fuerzas de colapso de las vias aéreas®!). Estos musculos reciben
impulsos neuronales complejos de las neuronas del tronco encefalico que pueden presentar
diferentes patrones de activacion durante una respiracion tranquila®?. Por ejemplo, el
geniogloso, que es el musculo dilatador més grande de la via aérea superior, situado en la base
de la lengua, tiene una mayor activacion durante la inspiracion?. Asi, los masculos dilatadores
deben comportarse de manera compleja y coordinada para mantener la permeabilidad de las
vias respiratorias™?.

Ademas, el inicio®? y las diferentes etapas del suefio®> también alteran el impulso neural de
los musculos dilatadores y contribuyen al colapso de las vias respiratorias superiores durante

los periodos de baja impulsion.
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La mala eficacia muscular es la incapacidad de los musculos para dilatar adecuadamente las
vias respiratorias superiores en respuesta al estrechamiento de las vias respiratorias a pesar de
un impulso neuronal adecuado y de una activacion muscular adecuada, también puede
intervenir en el colapso de las vias respiratorias superiores en algunos individuos con AOS®V.
Las causas incluyen una mala coordinacion del impulso neural a los musculos dilatadores (que
podia resultar en movimientos contraproducentes)*®, una orientacién mecanicamente
ineficiente de las fibras musculares“®, o cambios inducidos por los ronquidos en la distribucion
de los tipos de fibras musculares (que podria dejar las vias respiratorias superiores mas

susceptibles a la fatiga)“?.

1.4.2.2.2. Nivel de despertar

El despertar se refiere al despertar cortical definido segun la definiciéon convencional como un
cambio abrupto en el electroencefalograma que dura mas de 3 segundos“®. Clasicamente se
pensaba que los despertares eran esenciales para restaurar el flujo de aire al final de un episodio
respiratorio de AOS, activando los musculos dilatadores de la faringe y asi pudiendo constituir
un instinto de supervivencia®- 3%, Sin embargo, se aprecia que no todos los eventos apneicos

acaban con un despertar®® 5D

. Los eventos respiratorios de la AOS se pueden resolver, a
menudo, sin un despertar, o el despertar puede ocurrir después de que el evento respiratorio
fuera resuelto®?. En muchos de estos casos, hay un fuerte "resoplado” de 0,5 a 1,0 segundos
antes del inicio del despertar cortical. Por lo tanto, la vibracion faringea o el ruido fuerte
asociado con la apertura de las vias respiratorias podria ser el origen, o al menos contribuir al
despertar en algunos pacientes®Y. Por lo cual, la ocurrencia del despertar cerca del final de los
eventos apneicos podria ser en gran parte coincidente y relacionada con el hecho de que los
estimulos que promueven los despertares y los estimulos que se necesitan para reclutar de
manera refleja los musculos dilatadores de las vias respiratorias superiores son los mismos
(aumento del impulso respiratorio y presion faringea negativa), y estos estimulos aumentan
progresivamente con el tiempo en el curso de la obstruccion®?. Los microdespertares pueden
tener efectos negativos:

e Al favorecer la terminacion temprana de los eventos obstructivos, reducen la hipoxemia
asociada, pero aumentan la ocurrencia de los mismos. Por lo cual, facilitan la
fragmentacion del suefio®?).

e Ademas, los despertares frecuentes interfieren con la progresion del suefio a etapas mas

profundas. La tendencia a desarrollar la AOS se reduce considerablemente en el suefio
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profundo, es decir en la fase de onda lenta correspondiendo a las fases 3 y 4 del suefio
NREM®?). Por lo cual, esos despertares previenen etapas mas profundas y estables de
suefio de ondas lentas y desestabilizan los patrones de respiracion como un resultado de
cambios rapidos en los gases en la sangre, los cuales pueden obstaculizar el
reclutamiento adecuado de los musculos dilatadores de la via aérea superior®: 3%, De
hecho, como los estimulos para los despertares y el reclutamiento de los musculos de
las vias respiratorias superiores son los mismos (cambios negativos en la presion
faringea o cambios de los gases en la sangre), los despertares prematuros limitan la
acumulacion de esos estimulos necesaria para activar los musculos dilatadores y reabrir
la via aérea®?,

e Los despertares tienen un impacto en la estabilidad ventilatoria. En efecto, los eventos
obstructivos recurrentes son una manifestacion de control ventilatorio inestable, por lo
que la respuesta a un evento prepara el escenario para el desarrollo de otro evento. Asi,
el despertar provoca una taquicardia al final de la apnea®® y aumenta la actividad en el
electromiograma (EMGQG) del diafragma, lo que causa una hiperventilacion y, por lo
tanto, promovia una transicion a hipocapnia®>,

En consecuencia, un umbral de despertar bajo es otro fenotipo no anatémico que puede jugar

un papel crucial papel en la patogenia de la AOS en algunos pacientes©®.
1.4.2.2.3. Loop gain (LG)

El principal impulso para respirar durante el suefio proviene del CO». Las fluctuaciones del CO»
durante el suefio pueden ocurrir con el estrechamiento de las vias respiratorias o por
microdespertar cortical. La forma en la que un individuo responde a estas fluctuaciones de CO»
es importante en la patogenia de la AOS“®). La sensibilidad del sistema de control ventilatorio
denominado “loop gain” (LG) regula las fluctuaciones de CO- y refleja la relacion entre la
respuesta ventilatoria y la alteracion que provoco esa respuesta (LG = respuesta ventilatoria /
alteracion ventilatoria). Por lo tanto, cuando la respiracion se desvia de la eupnea (el punto
donde la ventilacién coincide con la demanda metabdlica), como durante una hipopnea, si la
respuesta ventilatoria producida es igual a la alteracion (LG = 1), la ventilacion corregiria los
niveles de gases en sangre para restablecerse los niveles eupneicos. Al contrario, si la respuesta
ventilatoria es desproporcionadamente mayor que la alteracion (LG> 1), la ventilacién no solo
corregiria la alteracion de los niveles de gases en sangre, sino que se sobrepasaria de manera

que la presion de CO; (PaCO») se reduciria por debajo de los niveles eupneicos. La hipocapnia
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resultante entonces induciria una hipoventilacion, una hipotonia de los musculos de las vias
respiratorias superiores y una obstruccion secundaria de las vias respiratorias (apnea o hipopnea
segun la mecanica predominante de las vias respiratorias superiores), de modo que los eventos

respiratorios se perpetuarian por si mismos®’-%,

Breathing
response

A. Breathing disturbance

Breathing
response

Breathing disturbance

Figura 4: Respuesta respiratoria a una alteracion en la respiracion en un paciente con un LG

bajo (A) y con un LG alto (B).

Asimismo, un sistema de control ventilatorio inestable o demasiado sensible (alto LG), es un
sistema de control propenso a oscilaciones en la respiracion. Pequefios cambios de CO2
provocarian cambios excesivos en la ventilacion (Figura 4B)*! 39,

Por el contrario, un LG bajo denota un sistema de control respiratorio inherentemente estable
con una respuesta ventilatoria mas apropiada para una perturbacion en la respiracion y una
vuelta rapida a la homeostasis (Figura 4A)®%).

Sin embargo, si el LG es excesivamente bajo, esto podria conducir a una hipoventilacion y

alteraciones graves de los niveles de gases en sangre en individuos susceptibles tal como

personas con sindrome de hipoventilacién por obesidad*?,

1.5. Sintomas de la AOS pediatrica

El ronquido es el sintoma mas frecuente de la AOS. Existen también otros sindromes nocturnos
tales como la presencia de apneas, una respiracion ruidosa y/o dificultosa, respiracion bucal,
reflujo gastroesofagico, nduseas o vomitos, despertares con ansiedad y sensacion de disnea,

sudoracién y parasomnias (pesadillas, bruxismo, terrores nocturnos o sonambulismo)©?).
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Los padres o cuidadores pueden describir que el nifio duerme en posiciones inusuales, como
con el cuello hiperextendido o con la cabeza colgando de la cama, ademas de parecer muy
inquieto con frecuentes cambios de posicion durante el suefio®.

Durante el dia, estos nifios suelen presentar trastornos del comportamiento (hiperactividad,
escaso rendimiento escolar, inhibicion social, mal caracter, hiperactividad), somnolencia,
cefalea matutina, sed excesiva al levantarse y, en casos graves y prolongados, puede aparecer

fallo de medro y, a veces, complicaciones cardiovasculares severas®).

1.6. Diagnostico

La AOS es una de las muchas afecciones médicas que pueden ser la causa de las molestias del
suefio y otros sintomas. Por lo tanto, la prueba de diagndstico se realiza mejor después de una
evaluacion integral del suefio. La evaluacion clinica de la AOS debe incluir un historial de
suefio completo y un examen fisico que incluya los sistemas respiratorio, cardiovascular y
neurologico. El examinador debe prestar especial atencion a las observaciones relacionadas con
ronquidos, apneas presenciadas, asfixia nocturna o jadeos, inquietud y somnolencia excesiva.
También es importante que se recopilen otros aspectos del historial del suefio, ya que muchos
pacientes padecen mas de un trastorno del suefio o presentan sintomas de apnea del suefio
atipicos. Ademas, deben identificarse las condiciones médicas asociadas con un mayor riesgo
de AOS, como obesidad, hipertension, accidente cerebrovascular e insuficiencia cardiaca
congestiva. La evaluacion general debe servir para establecer un diagnostico diferencial, que
luego se puede utilizar para seleccionar las pruebas adecuadas. El seguimiento, bajo la
supervision de un médico especialista en medicina del suefio, asegura que los hallazgos y
recomendaciones del estudio se transmitan de manera adecuada; y que el paciente disponga de

la experiencia adecuada para prescribir y administrar la terapia®.

1.6.1. Métodos de cribaje

1.6.1.1. Factores anatdmicos

El grado modificado de Mallampati y la “Friedman tongue position” (FTP) que se puede
traducir por la posicion de la lengua de Friedman son escalas de uso comin que evaluan la

orofaringe para valorar el riesgo de padecer AOS.
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El grado de Mallampati fue desarrollado por primera vez en 1985 por un anestesidlogo que
buscaba predecir el riesgo derivado de la intubacion basdndose en la apertura de la boca. Para
realizar el examen, se pide a los pacientes sentarse con la cabeza en posicion neutral y que abran
la boca completamente mientras sacan la lengua al maximo. El grado de Mallampati se
considera una clasificacion simple de tres grados basada en la posible visualizacién de los
pilares tonsilares, la Givula y el paladar blando®). Samsoon GLT y cols., agregaron una
clasificacion adicional, el grado 4, donde solo se podia visualizar el paladar duro. Con ese grado
adicional, la prueba se denomina: Grado modificado de Mallampati®?. (Figura 5)

Se observa que la puntuacion de Mallampati modificada puede emplearse para valorar la
relacion de las caracteristicas orales y el riesgo de padecer AOS. En dos estudios, la puntuacion
de Mallampati de clase IIT o IV mostr6 una relacion significativa con la presencia de AOS®*
4, En particular, Kale SS y cols., identificaron que el Mallampati modificado era un factor de
riesgo de la AOS tanto como una lengua grande y una boveda palatal profunda®®. Sin embargo,
en otra investigacion se aprecid que no habia una asociacion significativa entre la puntuacion

de Mallampati modificada y la AOS(®>,

La FTP es la evaluacion de la posicion de la lengua en relacion con las amigdalas / pilares,
uvula, paladar blando y paladar duro. Se basa en las etapas de Mallampati, que se utilizan en el
campo de la anestesiologia en el contexto de una intubacion endotraqueal dificil. Mientras que
el sistema Mallampati evalua el paladar con la lengua fuera de la boca, la FTP evalta el paladar
con la lengua en una posicion neutra dentro de la boca®®).

Para evaluar la FTP, el paciente debe abrir la boca ampliamente, un minimo de 5 veces para
permitir al observador asignar la posicion mas consistente de la lengua. El paciente tiene que
respirar normalmente, dejando la lengua en su posicion natural. El grado I permite al observador
visualizar toda la uvula y las amigdalas o pilares. La FTP Ila permite la visualizacion total de
la uvula pero parcial de las amigdalas. FTP IIb permite visualizar completamente el paladar
blando hasta la base de la tivula, pero no se ven la ivula ni las amigdalas. El grado III permite
la visualizacion de parte del paladar blando pero el paladar blando distal esta eclipsado. FTP

IV permite solamente la visualizacion del paladar duro®”- (Figura 5)
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Figura 5: Diagrama del Mallampati modificado (arriba) y de la FTP (abajo)

. L

Yu JL y cols., indicaron que el Mallampati modificado y la FTP tenian el potencial de ser
herramientas de evaluacion utiles en la valoracion de la AOS®D. Sin embargo, es importante
entender las dificultades que hay a la hora de realizar el Mallampati modificado y la FTP, y la
falta de coherencia que existe entre los examinadores tanto en la terminologia como en la
ejecucion de este hallazgo de examen fisico. Por lo cual, se necesitan mejores métodos para
estandarizar la evaluacion a fin de garantizar una valoracion coherente entre los examinadores,
y al mismo tiempo, mantener el método simple y conveniente para un amplio uso como
herramienta de deteccion clinica de la AOS D,

Otro factor anatomico importante a considerar es la evaluacion del tamafio de las amigdalas. La
escala de calificacion de Friedman es el método mas cominmente utilizado para evaluar el
grado de hipertrofia de las amigdalas de los pacientes pediatricos. La severidad se determina
segin con qué extension la amigdala lingual ocupa la vallecula, con la lengua en posicion
neutral, sin protruir. No se requieren maniobras de colaboracién por parte del paciente y es
posible realizarlo en corto periodo de observacion®®. El tamafio de las amigdalas se clasifica
de 0 a4, donde 0 es la ausencia de tejido tonsilar, el grado 1 representa las amigdalas contenidas
dentro de los pilares, el grado 2 indica que las amigdalas se extienden hasta los pilares. En el
grado 3, las amigdalas se extienden mas alld de los pilares pero no hasta la linea media, y el

grado 4, las amigdalas se extienden hasta la linea media®® ¢7-%%, (Figura 6)
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Figura 6: Hipertrofia de las amigdalas
a. Grado 0: Ausencia de tejido tonsilar,

b. Grado 1: Amigdalas contenidas dentro de los pilares,

c. Grado 2: Amigdalas se extienden a los pilares,
d. Grado 3: Amigdalas se extienden mas alla de los pilares
pero no a la linea media,

e. Grado 4: Amigdalas que se extienden hasta la linea

-
%
=

Una prueba de deteccion ideal es una prueba que seria capaz de detectar una apnea del sueio

media.

C

1.6.1.2. Cuestionarios

moderada, que tendria que ser rentable y tener alta sensibilidad para asegurar una baja tasa de
falsos negativos. Los cuestionarios tienden a tener una sensibilidad muy alta, pero una baja
especificidad’?. Estos métodos de despistaje presentan algunas ventajas como ser faciles de
usar, confiables y economicos. Ademas, a menudo representan el unico medio para recopilar
datos sobre el historial médico pasado y los elementos actuales que pueden variar desde simples
ronquidos aislados hasta apnea obstructiva del suefio. La encuesta de cuestionario puede
permitir una clasificacion preseleccionada de candidatos para polisomnografia’V.

Un instrumento que ha demostrado ser un medio de cribado preciso en la identificacion de
factores de riesgo de los TRS en edad pediatrica es el Pediatric Sleep Questionnaire (PSQ)?.
El PSQ fue desarrollado por Chervin RD y cols.”?. Clasifica con un corte de 33,3%
correctamente el 86,4% de los casos. Presenta una sensibilidad de 0,85 y una especificidad de

0,877,

1.6.1.3. Pulsioximetro

La pulsioximetria nocturna es otro método de detecciéon que puede ser utilizado por los

dentistas. Puede ser una prueba til para el cribado de la apnea obstructiva durante el suefio.
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Mide el porcentaje del tiempo con saturaciones de oxigeno (Sa03) inferiores al 90% y el nimero
de desaturaciones superiores al 4%.

Brouillette RT y cols., demostraron que una oximetria de pulso nocturno anormal tenia un valor
predictivo positivo del 97% para detectar una AOS moderada a grave en comparacion con la
polisomnografia (PSG)%.

Sin embargo, Saldias PF y cols., encontraron que la sensibilidad y especificidad de este tipo de
pruebas eran bastante bajas: 63% y 69% respectivamente(7>),

La pulsioximetria combinada con los cuestionarios de suefio o con el registro/puntuacion clinica
del suefio puede ayudar a identificar a los pacientes graves que requieren de una intervencion

temprana y priorizar los pacientes para su evaluacion cuando los recursos son limitados!’% 77,

1.6.2. Polisomnografia

La PSG se considera el estandar de oro para diagnosticar a los TRS que incluyen como
patologias : La AOS, la apnea central del suefio, y la hipoventilacion / hipoxia relacionada con
el suefio"?,

La PSG es un procedimiento que emplea electroencefalograma, electrooculograma, EMG,
electrocardiograma y oximetria de pulso para evaluar las causas subyacentes de las alteraciones
del suefio™.

Por lo cual, la PSG de rutina requiere un sistema de monitoreo integral para registrar las etapas
del suefio, medir los movimientos de las extremidades, el flujo de aire, el esfuerzo respiratorio,
la frecuencia y el ritmo cardiaco, la SaO», y la posicion del cuerpo?.

Por lo cual, realizar estudios del suefio con PSG es dificil, consume mucho tiempo y es

oneroso®9),

1.6.3. Poligrafia

La poligrafia es un método simplificado de diagnostico de la AOS ampliamente utilizado en los
adultos®), Respecto a la polisomnografia requiere significativamente menos recursos que la
PSG vy se diferencia basicamente por la ausencia de sefiales neurofisiologicas®?. La poligrafia
es una técnica mas sencilla de interpretar, con alta especificidad, que permite diagnosticar
pacientes con AOS: Presenta pocos falsos positivos, y tiene alta sensibilidad®? 83,

En comparacion con la PSG, la poligrafia tiende a subestimar el IAH por dos motivos:
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- El ntimero de apneas e hipopneas se divide por el tiempo de grabacion en lugar del tiempo de
suefio®?,

- La poligrafia respiratoria no puede identificar los microdespertares y, en consecuencia, no
puede incorporar este criterio en la definicion de hipopnea®®.

La subestimacion del IAH podria afectar significativamente a las decisiones de manejo clinico,
particularmente en nifios con AOS leve y AOS moderada®>,

Muy recientemente, las declaraciones de consenso del Grupo Internacional de
Otorrinolaringologia Pediatrica recomendaron realizar una PSG antes de la adenotonsilectomia
(AT) en nifios y niflas menores de 2 afios, en aquellos con anomalias craneofaciales (incluido

el sindrome de Down) y en nifios obesos, mientras que no era obligatorio para nifios sanos®®,

1.7. Tratamientos

El enfoque terapéutico multidisciplinar de la AOS se basa en un conjunto de tratamientos tales
como la AT, los tratamientos ortodoncico y médicos, la pérdida de peso y la ventilacién no
invasiva®7-%9). Las intervenciones de tratamiento se aplican de manera escalonada hasta que se
logra la resolucion completa de los TRS. A menudo se combinan diferentes modalidades de
tratamiento dependiendo de la gravedad y de las condiciones subyacentes que predisponen a la

obstruccion de las vias respiratorias superiores durante el suefio®”-39,

1.7.1. Tratamientos quirurgicos

La hipertrofia de los tejidos linfo-adenoides de las vias respiratorias superiores constituye el
factor més comun subyacente a la presencia de AOS en los nifios, una condicion que fue
identificada formalmente como una enfermedad singular a partir de 1976 por Guilleminault C

y cols.0),

Por lo cual, la AT es la primera linea de tratamiento recomendada en nifios con AOS y con
hipertrofia adenotonsillar por las directrices de consenso de la Academia Americana de
Pediatria (AAP) en 200237 y posteriormente en 2012°" %2y por otras directrices en el resto
del mundo®® 3%, La AT reduce la gravedad de la AOS y de los sintomas, mejora la calidad
de vida y los hallazgos polisomnograficos®” y disminuye los niveles de citoquinas

proinflamatorias(%?),
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En efecto, se observd que los nifios que presentaban una amigdalitis cronica y/o hipertrofia
adenotonsillar tenian niveles significativamente elevados de citoquinas proinflamatorias como
la proteina C reactiva de alta sensibilidad (hs-CRP), las interleucinas IL-1 y IL-10, el interferon-
v, el factor de necrosis tumoral o (TNF-a)) y la molécula de adhesion intercelular-1 (ICAM-
1)(199), Marcano-Acufia ME y cols., mostraron que la AT restauraba los valores normales de

estos parametros 1 afio después de la cirugia%?,

Sin embargo, existe un nimero significativo de nifios que exhiben una AOS residual después
de la cirugia. En los nifios considerados como pacientes de bajo riesgo, la AOS residual se
estima entre un 13% y un 29%, mientras que la persistencia de la AOS puede estar presente
hasta en un 75% en grupos de mayor riesgo, como en nifios obesos % 101114 Existen otros
factores de riesgo tales como una edad mayor de 7 afos, el asma, la enuresis nocturna, la rinitis
alérgica y la gravedad de la AOS antes de la AT, que pueden también favorecer la persistencia

de AOS después de la intervencion quirurgica!04 114-117),

1.7.2. Pérdida de peso

Varios estudios informaron que la obesidad aumentaba el riesgo de AOS persistente después
de la AT, terapia de primera linea para estos nifios(!% 118120 Por lo cual, el control de la pérdida
de peso podria ser la clave en el tratamiento de la AOS relacionado con la obesidad en nifios y
adolescentes; especialmente en aquellos que hayan realizado previamente una cirugia de AT
sin resultados clinicos. A pesar de que muchos estudios apoyaron el control de la pérdida de
peso como un tratamiento clave para la AOS en adultos obesos, solo unos pocos han estudiado
el efecto del tratamiento de la obesidad en la AOS infantil'2!-123),

Andersen IG y cols., llevaron a cabo un estudio longitudinal prospectivo en una poblaciéon de
62 nifios y adolescentes tratados en una clinica de tratamiento multidisciplinario de atencion
cronica para el sobrepeso y la obesidad. Los autores observaron una normalizacioén del IAH en
el 44% de ellos tras un afio de adelgazamiento?¥,

Del mismo modo, Verhulst SL y cols., mostraron que la pérdida de peso era exitosa en el
tratamiento de los TRS y que habia una asociacion positiva entre la severidad de los TRS y la
cantidad de pérdida de peso. Los autores estudiaron a 61 nifios obesos que se sometieron a una
intervencion de pérdida de peso conductual. Antes de la intervencion, 31 de ellos habian sido
diagnosticados de AOS definido como un AHI>2. Después de una pérdida de peso mediana de

24,0 kilogramos, 38% de ellos tenian una AOS residual'?®,
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De la misma manera, Kalra M y cols., describieron a 34 nifios obesos que realizaron una cirugia
de by-pass gastrico. Antes de la cirugia, 19 nifios (55%) fueron diagnosticados de AOS tomando
como corte un IAH >5. Subsecuente a la cirugia, 10 nifios que presentaban previamente AOS,
realizaron un estudio de suefio control después de un promedio de 5.1 meses. Posterior a una
pérdida de peso promedia de 58 kilogramos, el IAH pas6 de 9,1 a 0,65 (p<0,01). La AOS

persistio en 1 de 10 (10%) nifios después de la pérdida de peso!?>.

1.7.3. Tratamiento farmacéuticos

1.7.3.1. Corticosteroides nasales

Los corticosteroides nasales son agentes antiinflamatorios topicos destinados a disminuir la
inflamacion local de las vias respiratorias superiores y mejorar su potencia a través de una
reduccion en el tamafo de los adenoides en nifios con hipertrofia adenoidea. Se utilizan también
como tratamiento de la rinitis'?%. Por lo cual, los corticosteroides nasales tales como la
budesonida, la fluticasona y la mometasona podrian utilizarse cominmente en el tratamiento

de los TRS pediatricos, pero existen pocos ensayos controlados de alta calidad disponibles!?7.

Brouillette RT y cols., realizaron en 25 nifios con AOS un estudio aleatorizado de seis semanas
de duracion donde administraron en 13 de ellos fluticasona intranasal y en el resto un placebo.
Los autores reportaron mejoras en el grupo tratado con fluticasona, mientras que en el grupo

que recibid el placebo se produjo cierto empeoramiento del IAH!2%),

Del mismo modo, Esteitie R y cols., realizaron un estudio donde 25 nifios fueron asignados de
manera aleatoria para recibir ninglin tratamiento (n = 13) o un tratamiento con aerosol nasal de
furoato de fluticasona nasal (n=12), durante 2 semanas antes de someterse aun AT. Se describid
una reduccion de IL-6, una citoquina proinflamatoria, en el tejido adenoide de los nifios con
AOS que habian sido tratados con el aerosol nasal de furoato de fluticasona. Esta reduccion
podria destacar la eficacia clinica de esta clase de medicamentos en el tratamiento de la AOS

infantil129,

Del mismo modo, varios estudios mostraron que los corticosteroides intranasales podian ser
una alternativa terapéutica no quirargica para la AOS pediatrica, particularmente para pacientes

con enfermedad leve(!30: 13D,
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Sin embargo, se ha hallado que la eficacia de los corticosteroides intranasales eran mas elevada

cuando se combinaban con otros agentes antinflamatorios!3?).

1.7.3.2. Montelukast

Montelukast es un antagonista del receptor del leucotrieno. Los leucotrienos y sus receptores
estan presentes en el tejido adenotonsillar, y se han demostrado mediante un estudio in vitro
que los antagonistas del leucotrieno conducian a la reduccion de la proliferacion celular

adenotonsillar(3?,

La revision sistematica y el metaanalisis de Liming BJ y cols., investigd el efecto de la
administracién del Montelukast como tratamiento de la AOS. Se ha hallado una reduccion del
IAH y una mejora de la SaO, durante el suefio en pacientes con apnea leve!'*?. Sin embargo,
los posibles efectos secundarios neuropsiquidtricos del Montelukast hacian reconsiderar su

utilizacion como opciodn terapéutica de la AOS (139,

1.7.3.3. Corticosteroides nasales y Montelukast

Sobre la base de las respuestas favorables a los corticosteroides intra nasales y al Montelukast,
se ha propuesto una terapia combinatoria de ambos, que parece tener una mayor efectividad

que por separado(!3d).

Asi, una combinacion de corticosteroides intra nasales y de Montelukast como tratamiento
inicial de la AOS leve parece proporcionar una alternativa eficaz a la AT, particularmente en
nifios més jovenes y no obesos'*® y una mejora en la calidad de vida'?”). Sin embargo, los
nifios obesos y los nifios mayores de 7-8 afios parecen menos propensos a presentar respuestas

favorables(139),

Algunos estudios han explorado el uso potencial de terapia antinflamatoria en el tratamiento de
la AOS residual después de AT. En general, el uso de estos agentes parece aportar beneficios,
aunque existen pocos estudios hasta hoy y, por lo cual, no permiten realizar recomendaciones

mas sélidas con respecto a su uso!38-140),

También podemos enfatizar que la frecuencia de los efectos adversos utilizando esa terapia es
notablemente baja (0,7%) e incluyen dolores de cabeza, nduseas, vomitos y epistaxis (sangrado

nasal)(139),
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1.7.4. PAP

La presion positiva de las vias respiratorias (PAP) se ha convertido en una opcidon cada vez mas
comun de terapia cuando la AT esta contraindicada o cuando la AOS es refractaria a la cirugia
(particularmente en nifios con obesidad moérbida)'*D. Por lo cual, la PAP se considera una
terapia de segunda linea para candidatos no aptos a la cirugia, incluyendo aquellos con obesidad

y comorbilidades neuroldgicas subyacentes!2?,

Podemos destacar que las dos principales limitaciones de la PAP en los nifios son el no

cumplimiento"*! y las alteraciones que puedan producir al crecimiento?,

En el estudio de Bhattacharjee R y cols., se evalu6 la adherencia de los nifios a la PAP durante
un periodo de 90 dias. Asi, sobre 20553 niflos que cumplieron los criterios de elegibilidad y

tenian datos accesibles, 12699 (61-8%) pacientes utilizaron continuamente la PAPU4D),

A su vez, Roberts SD y cols., demostraron que la PAP producia una hipoplasia de la cara media
como resultado de la presion de la mascara en los huesos nasal, cigomatico y maxilar. Por lo
cual, los nifios que llevan PAP continua (CPAP), tenian que ser controlados por un

ortodoncista'*? (Figura 7).

Figura 7: Crecimiento del maxilar en A: Nifios cumplidores y B: Niflos no cumplidores con la

CPAP (T1: Oscuro, T2: Clarito) 142

1.7.5. Tratamiento ortopédico

El ortodoncista juega también un papel importante en el manejo y en el tratamiento de la AOS.

Ademas, de realizar un cribaje de los paciente con sospecha de AOS para poder referirles al
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médico adecuado para el diagnostico definitivo, los ortodoncistas pueden involucrarse para

corregir las discrepancias esqueléticas subyacentes que pueden contribuir a la AOS pediatrica®.

En la literatura se puede apreciar que solamente dos procedimientos ortopédicos mejoran el
IAH: La disyuncién, también denominada expansion répida del maxilar (ERM) y el avance

mandibular en caso de clase 11®,

De la misma manera, la protraccién del maxilar mediante la méscara facial podria mejorar la
AOS al aumentar las dimensiones post-palatales y nasofaringeas de las vias respiratorias en
sujetos de clase III esquelética en crecimiento con retrusion maxilar!*®. Sin embargo, no

existen estudios que relacionan la mejora del IAH con el avance del maxilar (Clase II1)®.

1.7.5.1. Expansion rapida del maxilar (ERM)

La ERM es un procedimiento ortopédico que utiliza un aparato fijo con un tornillo de expansion
anclado en los dientes seleccionados. Su proposito es producir la hialinizacion del ligamento
periodontal de los dientes que soportan el disyuntor, utilizando fuerzas intensas
(aproximadamente 1 kg) para optimizar el efecto ortopédico, es decir, la apertura de la sutura

palatina y asi minimizar el efecto dentoalveolar(!44 149,

Se apreci6 que la ERM mejoraba la posicion de la lengua, aumentaba el volumen nasofaringeo
y la respiracion nasal, estimulaba el crecimiento del complejo maxilar en nifios que sufrian de
AOS46). Por lo cual, la ERM provocaba una mejora del IAH y una disminucion de la SaO»,

especialmente a corto plazo (seguimiento de <3 afios)'*”) y largo plazo(!4®).

1.7.5.2. Avance mandibular

Los dispositivos de avance mandibular (DAM) tienen como objetivo bajar y avanzar la
mandibula, estimulando los musculos dilatadores de las vias respiratorias. La eficacia del uso

de los DAM en el tratamiento de la AOS se justificaba por los siguientes efectos que inducian:

e Mejora en la potencia de las vias respiratorias superiores durante el suefio, tanto
ensanchando las vias respiratorias superiores como disminuyendo su tendencia al colapso
(prevencion de obstrucciones).

e Estimulaciéon del musculo dilatador de las vias aéreas (geniogloso) que mejora la

estabilizacion de las vias aéreas.
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Modificacion del trabajo neuromuscular en la estructura craneofacial (tanto esqueleto como
denticion), produciendo un crecimiento esquelético y cambios dentoalveolares.

Mejora del IAH en sujetos pediatricos, como tratamiento transitorio (es decir, cirugia pre
ortognatica) o en pacientes de todas las edades que no toleran la CPAP(46: 149, Por o cual,
los nifos intolerantes a la CPAP pueden requerir de avance mientras duermen. El
dispositivo estd recetado por el médico. Se dirige principalmente hacia el mantenimiento de
las vias aéreas y menos hacia la ortopedia dentofacial. Por lo cual, es necesario un monitoreo

cuidadoso del crecimiento facial y del desarrollo durante este tiempo® .
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2. JUSTIFICACION Y OBJETIVOS

2.1. Justificacion

Al presentar una etiologia multifactorial, la AOS es un sindrome complejo. Tales etiologias
implican a las estructuras craneofaciales, el tono neuromuscular, el grado de hipertrofia de los
tejidos linfoides, la genética, etc. Por lo cual, su tratamiento requiere de un enfoque
multidisciplinar®.

En la actualidad, la literatura cientifica sobre la multidisciplinariedad del tratamiento de la AOS

en poblacion infantil es limitada al igual que los estudios publicados acerca de su tratamiento.

2.2. Objetivos

El objetivo principal de este estudio fue evaluar la literatura cientifica actual para analizar la
eficacia de la combinacidn de un tratamiento quirrgico como la adenotonsilectomia junto con
un tratamiento de ortodoncia (expansion rapida maxilar o avance mandibular) en el tratamiento
de la AOS pediatrica.

Ilustrar, mediante un caso clinico, la eficacia de la combinacion de la adenotonsilectomia con

un tratamiento de ortodoncia (expansion rapida del maxilar).
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3. MATERIAL Y METODO

Se realiz6 el protocolo de busqueda segiin el método PRISMA : “Preferred Reporting Items for

Reporting Systematic reviews and Meta-Analyses” (PRISMA)(30).,

3.1. Criterios de elegibilidad

La primera etapa de seleccidon consistid en la seleccion de los articulos potenciales segtn el
titulo y el resumen, aplicando el método PICOS: Poblacion, Intervencion, Comparacion,

Resultados (Outcomes) y el disefio del estudio. Por lo cual, los criterios de inclusion fueron:

e Poblacién : Nifios diagnosticados de AOS por PSG o poligrafia.

e Intervencion: Pacientes que se sometieron a tratamientos de cirugia tal como la AT y a
tratamientos de ortodoncia (p.ej., ERM, avance mandibular). La ERM y el avance
mandibular fueron buscados por separado ya que el enfoque se centr6 en el tratamiento
de ortodoncia (ERM o avance mandibular) junto con la cirugia (amigdalectomia o
adenoidectomia).

e Comparacion: Un conjunto de evaluaciones clinicas para evaluar la eficacia de la
combinacion de la cirugia y del tratamiento de ortodoncia para resolver la AOS
pediatrica.

e Resultados: Tres principales pardmetros fueron evaluados: la severidad de la AOS, la
Sa0; y la recidiva de la AOS después del tratamiento.

e Disefio de estudio: Investigaciones aleatorizadas y no aleatorizadas, estudios de

cohortes, estudios de casos y controles y reportes de casos fueron incluidos.

Los criterios de exclusion fueron los pacientes que presentaban sindromes, estudios en
animales, libros o resimenes de conferencias, revisiones sistematicas o metaanalisis. No hubo
restricciones de lenguaje, de anos o estado de publicacién para establecer los criterios de

inclusion.
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3.2. Fuente de informacion y estrategia de busqueda

Se realiz6 una busqueda en cinco bases de datos: PubMed, Embase, Medline, Cochrane y
LILACS hasta abril 2021. La busqueda se llev6 a cabo utilizando palabras clave, combinaciones
de palabras clave truncadas, “medical subject headings” (Mesh) y ecuaciones con operadores

logicos booleanos tales como: “AND” y “OR”.

Las palabras claves empleadas fueron: Apnea, expansion, extraction, orthodon*, tonsil*,
adenoid*. Asi, las ecuaciones booleanas utilizadas fueron: Apnea AND (expansion OR

extraction OR orthodon*) AND (tonsil* OR adenoid*). (Anexo 1)

Algunos articulos potenciales relevantes fueron ademas identificados mediante una busqueda
manual en Google, mirando los articulos similares recomendados, a partir de los articulos

seleccionados. La estrategia de busqueda fue resumida en la Figura 8.

3.3. Seleccion de los estudios

El proceso de seleccion de los articulos constaba de dos fases. Durante la primera fase, se
identifico y se comprobd el titulo y los resimenes de todos los articulos. Todas las referencias
que respetaban los criterios de inclusion fueron seleccionados. Los articulos que no tenian
informacion suficiente en el titulo o en el resumen, para decidir o no de su inclusion, fueron
evaluados en la fase 2. En la segunda fase de seleccion, se evalud los textos completos de los
articulos incluidos. Aquellos estudios que cumplian con los criterios de elegibilidad fueron

incluidos.

3.4.Proceso de recopilacion de datos

Se extrajo y reviso los datos de los estudios incluidos.

3.5. Elementos extraidos

De los estudios incluidos, se recopilaron varios datos, como autores, afio, tamafio de la muestra,
edad, género, indice de masa corporal (IMC), tipos de exdmenes de deteccion utilizados para

diagnosticar la AOS y tipos de tratamiento. Se resumieron en la Tabla 2.
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3.6. Riesgo de sesgo en estudios individuales

Para evaluar la calidad metodologica y el riesgo de sesgo en los ensayos y los estudios de casos
y controles, se utilizo la lista de verificacion de Downs y Black(!3D, que consta de 27 items
categorizados en cinco subgrupos: Informes (diez items), Validez externa (tres items), Sesgo
(siete items), Confusion (seis items) y Poder (un item). Por cada item, se otorgd un punto cuando
la pregunta respectiva fue respondida "si" excepto, como se describe en el documento original,
para la pregunta 5 (Subescala de informe) que puede puntuarse con 0, 1 o 2 y la pregunta 27
(Subescala de potencia) que puede calificarse por 0, 1,2, 3,4 0 5. Sin embargo, como un estudio
tiene o no tiene suficiente poder para detectar un efecto clinicamente importante, la pregunta
27 se puntu, en el presente estudio por 0 o 1. Una puntuacion de 26 a 28 se considerd excelente,
20 a 25 buena, 15 a 19 regular y 14 o menos se estim6 de poca relevancia clinica. El riesgo de

sesgo en los estudios individuales se mostr6 en el Anexo 2.

Ademas, se evalu6 los reportes de casos con la lista de verificacion “CAse REport” (CARE)(12),
Est4d compuesto por 13 items: Titulo, Palabras clave, Resumen, Introduccion, Informacion del
paciente, Hallazgos clinicos, Linea de tiempo, Evaluaciones diagnosticas, Intervencion
terapéutica, Seguimiento y resultados, Discusion, Perspectiva del paciente y Consentimiento
informado. Los elementos se dividen por subescala. Cada pregunta es respondida con “si” o
“no”(132), Para evaluar los diferentes reportes de casos, dimos 1 para la respuesta: "si" y 0 para

"no" y se realiz6 la suma para compararlos. La precision y transparencia de los reportes de casos

fueron reportados en el Anexo 3.

3.7. Medidas de resumen

Los principales resultados evaluados fueron: El IAH, el IAR, la media de la SaO; minima, el
Nadir de Sa0., la SaO> promedia y el indice de desaturacion de oxigeno (IDO) en diferentes
momentos: Antes de ambos tratamientos (inicial), después del primer tratamiento: Cirugia o
tratamiento de ortodoncia (intermedio) y después de ambos tratamientos (final). Los resultados

fueron presentados en las Tablas 3 y 4.
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4. RESULTADOS

4.1. Seleccion de los estudios

El flujo de informacion de la busqueda y de la seleccion de los estudios se muestra en la Figura
8. Mediante la busqueda electronica en las diferentes bases de datos, se identificaron y
examinaron 622 articulos. Cuatro articulos adicionales fueron encontrados a través una
busqueda manual. Entre los articulos identificados inicialmente, 271 estudios fueron
recuperados después de eliminar los duplicados. Asi, en la primera fase de seleccion, se
excluyo6, sobre la base del titulo y el resumen, un total de 251 articulos. En la segunda fase,
después de examinar los textos completos, diez articulos fueron eliminados y las razones de su
exclusion fueron: Por ser solamente resimenes (n = 6), no exponer los resultados (n = 1), no
estar relacionados con la AOS (n = 1), pacientes que no recibieron ambos tratamientos, es decir,
cirugia u ortodoncia (n = 1) y articulo retraido (n = 1). Por lo tanto, diez estudios cumplieron

con los criterios de inclusidon y permanecieron para la sintesis cuantitativa.

4.2. Caracteristicas de los estudios

Los estudios incluidos se dividieron en un ensayo controlado aleatorio (ECA)!33, dos ensayos
controlados no aleatorizados (ECNA)®% 159 dos estudios observacionales de casos y
controles!3% 139 y cinco reportes de casos!>7-1%D), Las muestras estaban comprendidas entre uno
y 80 individuos. La edad media de los participantes antes de comenzar el tratamiento era de
entre 3 y 12 afios. En tres reportes de casos, los participantes fueron del sexo femenino(!%7- 15%
169, En los otros estudios, los hombres estaban en mayor proporcion. E1 IMC promedio vari6
entre 15,75 y 22,4, sin embargo, s6lo cinco estudios informaron del IMC®- 154,156,158, 161) 'parg
diagnosticar y evaluar la gravedad de la AOS, ocho estudios emplearon una PSG®?> 153, 155, 156,
158-161) y dos utilizaron una poligrafia’> 157 realizada en casa. Todos los participantes
recibieron ambos tratamientos: Cirugia y ortodoncia. Entre los tratamientos quirargicos, la AT
fue el mas utilizado, pero también hubo un reporte de caso que se sometid a otros tipos de
cirugia: Una epiglotoplastia y una reduccion de la base de la lengua%?, Se realizaron dos tipos
de tratamientos de ortodoncia: ERM o avance mandibular. Sin embargo, solamente dos reportes

de caso emplearon el avance mandibular como tratamiento ortodéntico”® 3. En cuanto al
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Identificacion

[

Elegibilidad

Inclusion

orden de tratamiento, cinco estudios realizaron AT antes del tratamiento de ortodoncia(!3> 13
158,159,16D) 'un caso clinico realizo ambos tratamientos al mismo tiempo'%?, un estudio completd
el tratamiento de ortodoncia antes de la AT(37) y tres ensayos compararon ambos en diferentes

grupos: AT seguido de ERM y ERM seguido de AT®? 153159,

Registros identificados mediante Registros adicionales identificados a
la bisqueda en bases de datos través de otras fuentes
(n=622) (n=4)

A 4 A

Registros después de eliminar los duplicados

(n=271)
\ 4
Registros seleccionados sobre la Registros excluidos
base del titulo y del resumen - (n=251)
(n=20)
v
Articulos de texto completo Articulos de texto
evaluados pa‘ra‘Qetermmar su completo excluidos, con
elegibilidad razones
(n=20) n=10)

Estudios incluidos en la sintesis
cuantitativa
(n=10)

Figura 8: Diagrama de flujo del proceso de seleccion de los articulos.
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Tabla 2: Caracteristicas del estudio

Tipos . ~ . . -
- .. . . Tipos de Tamaiio de la Edad participantes (afios) IMC(kg/m?)
Afio — Autor principal de ' Tipos de tratamientos diagnéstico muestra Media +DS Sexo Media +DS
estudio
. . ) . 31:
Zﬂll(g;nllemlnault Cy ECA Grupo 1: AT seguldg de ERM, PSG Grupo 1: 16 6.5+ 0.2 14H/ 17 M /
cols. Grupo 2: ERM seguido de AT. et
Grupo 2: 15
Grupo 1: ERM : 40
R Grupo 2: AT: 40 Grupo 1y 2: 80
(154)
2012 Pirelli P y cols. ECNA Grupo 3: AOS Residual: PG Grupo 3: 42 7.3 43H/37TM <24
ERM+AT y AT+ERM: 42
2013 Guilleminault C Casos - AT seguido de ERM 247 [:3.5+12
cols.159 ' Controles  Se uir%lienm' T™ o éTM PSG Grupo TM: 11 Fe73+1.5 14H/T0M /
: g : Grupo STM: 13 S:11.6+1.2
Estudio de seguimiento: AOS 76417
2013 Guilleminault C y Casos-  en adolescentes después de o ’ SR: 159+ 1.9
cols.!59 Controles AT+ERM tratados en su PSG 29 F:86+238 20HAM R:15.7+2.1
. . S:144+0.9
infancia.
Grupo 1: AT: 25 Grupo 1: 3.7+0.92 * . Grupo 1: 15.75+1.82*
2014 Villa MP y cols.®®  ECNA  Grupo 2: ERM: 22 PSG 52 Grupo 2: 6.58+1.83 * Gmgfulg;j;ggﬁm Grupo 2: 18.82+3.44*
Grupo 3: AT +ERM: 5 Grupo 3: 4.6+3.2 po > Grupo 3: 16.65+£3.65
2014 Kim M y cols.!6V Relz‘;rstg de AT seguido de ERM PSG 1 11 H 224
Al mismo tiempo: ERM +
2018(13;“acc0 Ay Reporte de epiglotoplastia + reduccion de PSG 1 8 M /
cols. caso
la base de la lengua
2019 Alexander N'y Reporte de g1 sepuido de AT PG 2 9 M /
cols. caso
2019(1]5381)gn0tt1 Dy Reporte de AT seguido de un Twin block PSG 1 12 H 22.2
cols. caso
2019(1159?%” Ky Reporte de AT seguido de un Bionator PSG 1 3 M /
cols. caso
* p<0,05

1 Un paciente no recibio AT

AOS, apnea obstructiva del suefio; AT, adenotonsilectomia; DS, desviacion estandar; ECA, ensayo controlado aleatorio; ECNA, ensayo controlado no aleatorio; ERM, expansion rapida del

maxilar; I, inicial; F, final; PSG, polisomnografia; PG, poligrafia; R, Recidiva; SR, Sin recidiva; STM, sin terapia miofuncional; TM, terapia miofuncional.
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4.3. Riesgo de sesgo dentro de los estudios

El nivel de evidencia de los ensayos y de los estudios de casos y controles fue puntuado por la
lista de verificacion de Downs y Black. Dos estudios presentaron un nivel bajo de evidencia®-
134 Un estudio de casos y controles fue calificado de evidencia media o regular’>®. Un
ECAU3%) y un estudio de casos y controles’® se evaluaron como buenos. Las principales
razones para calificar negativamente la evidencia fueron la inclusion de reportes de casos y de
estudios no aleatorios con problemas metodologicos criticos que muy probablemente
introdujeron sesgos. Villa MP y cols., compararon tres grupos: Un grupo fue tratado por AT, el
segundo por ERM y el ultimo fue tratado por ambas técnicas. En comparacion con los otros dos
grupos, el tercero tenia un numero pequefio de sujetos. Ademas, habia una gran diferencia de
edad entre cada grupo. La edad media para los grupos 1,2 y 3 fue de 3,7+ 0,92, 6,58 £ 1,83 y
4,6 + 3,2, respectivamente®). Del mismo modo, en el ensayo de Pirelli P y cols., las
caracteristicas de los pacientes en cada grupo eran diferentes: Los sujetos que presentaban
indicadores de inflamacion adenotonsilar crénica se colocaron en el grupo a tratar inicialmente
con AT, mientras que los que no presentaban claramente este problema se colocaron en el grupo
de tratamiento de ortodoncia inicial 9.

Como los reportes de casos se consideraban de evidencia débil en la jerarquia de la evidencia
de investigacion, se clasificaron con un nivel bajo de evidencia. Sin embargo, para evaluar su
exactitud y transparencia, se aplicé la lista de verificacion CARE(%?), Entre los cinco reportes
de casos, Gracco A y cols., obtuvieron la mejor calificacion®?), La peor puntuacion se dio al

reporte de caso de Nauert K y cols.(!>).

4.4. Resultados de los estudios individuales

En estos estudios, se evaluaron tres resultados principales: La gravedad de la AOS, la SaO, y

la recurrencia de la AOS después del tratamiento quirurgico y ortodontico.

4.4.1. Gravedad de la AOS

La severidad de la AOS fue evaluada por diversas medidas, tales como el IAH o el IAR.
Para evaluar la eficacia del tratamiento, la mayoria de los estudios informaron y compararon el

IAH inicial y final. Ocho articulos también describieron el IAH intermedio!33-15% 161 es decir,
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después de que los pacientes experimentaron el primer tratamiento (cirugia u ortodoncia). Solo
tres estudios evaluaron el TAR(33 156 161),

Todos los estudios informaron de una mayor disminucion del IAH o del IAR después de ambos
tratamientos (cirugia y tratamiento de ortodoncia)®® 133-16D) Seguin Guilleminault C y cols., €l
orden en el que se hizo los tratamientos no influia en el éxito del tratamiento de la AOS:
Después de la primera fase de tratamiento, no hubo una diferencia significativa entre el grupo
que comenzaba con el tratamiento de ortodoncia y el que comenzaba con el tratamiento
quirtrgico. Las medias del IAH intermedio fueron 5,4 + 0,6 y 4,9 + 0,6, respectivamente(!3,
Por otro lado, Pirelli P y cols., relataban una mayor efectividad de la ERM como tratamiento
inicial. En el grupo que empezaba con la ERM, 15 sujetos (37,5%) tenian una evaluacion clinica
y una poligrafia normal cuatro meses después de acabar el tratamiento inicial; 17 pacientes
presentaron una mejoria significativa de la AOS (IAH 6,5 + 3,1) y ocho no presentaron una
mejoria (IAH 13 + 3,5). Sin embargo, en el grupo sometido a la AT como tratamiento inicial,
solo seis pacientes (15%) mostraron una remision total, 18 una mejoria de la AOS (IAH 6 +
3,1) y 16 presentaron una mejoria minima o nula (IAH 15 + 2,9)(15%),

De la misma manera, dos reportes de casos parecieron no responder a la AT y mostraron una
mejoria en los sintomas de la AOS pediatrica después de someterse al tratamiento de
ortodoncia’* 1D, Kim M y cols., describieron un IAH pre-ERM, un IAH final y un IAH de
seguimiento a los dos afios y medio de 18,9, 4,4 y 1, respectivamente!'¢°,

Del mismo modo, Villa MP y cols., evaluaron y compararon la persistencia de la AOS en niflos
que se sometieron solamente a la AT o a la ERM y en los nifios que recibieron ambos
tratamientos. Los autores observaron una resolucion completa de la AOS en aproximadamente
el 40% de los niflos que se sometieron al procedimiento quirurgico. Un afio después del
tratamiento, los pacientes que experimentaron solamente el tratamiento de ERM presentaban
un IAH post-tratamiento mas alto que aquellos que se sometieron a la AT, a pesar de que tenian
una forma leve de la AOS antes del tratamiento. Después de un afio de tratamiento, el IAH post-
ERM vy el IAH post-cirugia fueron de 2.64 = 3.11 y de 1,79 + 1,82, respectivamente, y estos
resultados fueron significativos. En el grupo tratado en conjunto por AT y ERM, hubo una
disminucion significativa del IAH, pasando de un IAH inicial de 10,14 = 7,25 a un AHI final

de 0.88 = 0.95 un afio después del tratamiento®”.
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Tabla 3: Gravedad de la AOS

Afio — Autor
principal

Tipos de tratamiento

IAH inicial
(eventos/h)
Media +DS

IAH intermedio
(eventos/h)
Media +DS

TAH final
(eventos/h)
Media +DS

IAR inicial IAR intermedio IAR final
(eventos/h) (eventos/h) (eventos/h)
Media +DS Media +DS Media +DS

2011 Guilleminault

Cy cols.!>

Grupo 1: AT seguido de ERM,
Grupo 2: ERM seguido de AT.

Grupo 1: 12.5+0.8
Grupo 2: 11.1+0.7

Grupo 1: 4.9+£0.6
Grupo 2: 5.4+0.6

Grupo 1: 0.9+0.3,
Grupo 2: 0.9+0.3

Grupo 1: 21.3£1.0  Grupo 1: 8.0+£0.7 Grupo 1: 1.6+£0.6
Grupo 2: 19.5£1.0  Grupo 2: 7.9+£0.5 Grupo 2: 1.7£0.8

Grupo 1: ERM: 40

Grupo 1 (6/40) y

o o Grupo 3:ERM+AT: Grupo 2 (15/40):
2012(11:})" elli Py Grupo 2:AT: 40 Grupo 1y 2: 12.8 1343.5AT+ ERM: 6.5+3.1 / / /
cols. Grupo 3: AOS residual: 1542 9 Gruno 3: 39/42:
ERM+AT and AT+ERM: 42 ' 1O 3¢ 277
pacientes curados
. . . F:04+0.3
é‘mc ﬁ:}ﬂ;‘m“a““ é‘eT Zfi‘fé‘jl‘t’od‘%f/le’[STM 10.5+2.6 Post AT: 4.3 + 1.6 TM: 0.5 + 0.4* / / /
y €oms- g ‘ STM: 5.3+ 1.5
2013 Guilleminault Estudio de seguimiento de AOS F:04+04 F:0.6+0.5
pe col:}ISE)‘“‘“a“ en adolescentes después AT+ 9+5 Post AT: 3+4 SR: 0.5+ 0.2% 15 + 6.4 Post AT: 7+6  SR:1.5+1.2%
y ) ERM tratados en su infancia. R: 3.1+ 1% R:7+12
. Grupo 1: AT: 25 Grupo 1: 17.25+£13.94%* Grupo 1: 1.79+£1.82*
331154(8\9?113 MPY  Grupo 2: ERM: 22 Grupo 2: 5.8146.05* / Grupo 2: 2.64+3,11* / / /
) Grupo 3: AT +ERM: 5 Grupo 3: 10.14+£7.25 Grupo 3: 0.884+0.95
AT seguido de ERM
2014 Kim My F: Al final del tratamiento F: 4,4 .
cols.®D Seguimiento: 2,5 afios después / 18.9 Seguimiento: 1 / 19.8 Fand$:3.9
del tratamiento
Al mismo tiempo: ERM +
i(())lls s(lg)”‘“" Ay epiglotoplastia + reduccion de la 21.8 / 0.6 / / /
) base de la lengua
* p<0,05 T Un paciente no recibié AT

AOS, apnea obstructiva del suefio; AT, adenotonsilectomia; DS, desviacion estandar; ERM, expansion rapida del maxilar; I, inicial; IAH, indice de apnea y hipoapnea; IAR, indice de
alteracion respiratoria; F, final; PSG, polisomnografia; PG, poligrafia; R, Recidiva; SR, Sin recidiva; STM, sin terapia miofuncional; TM, terapia miofuncional.
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Tabla 3: Continuacion

Afio — Autor TAH inicial TAH intermedio TAH final TAR inicial IAR intermedio IAR final
rincipal Tipos de tratamiento (eventos/h) (eventos/h) (eventos/h) (eventos/h) (eventos/h) (eventos/h)
P P Media +DS Media +DS Media +DS Media +DS Media +DS Media +DS
. ) Post ERM: . )
2019 lf?llg(ander N ERM scguido de AT Pac%ente A: 74 Paciente A: 11 Pac%ente A: 0,9 / / /
y cols. Paciente B: 16 Paciente B: 4 Paciente B: 1,6
2019 Bignotti DY 1 seouido de un Twin block 255 Post AT: 3.4 0.7 / / /
cols.
5 afios de seguimiento:
i(())lls 9(11:;?“” Ky AT seguido de un Bionator / Post AT: 10.2 ;(])Drii:frollo cognitivo / / /
- No evidencia de AOS
* p<0,05 ¥ 'Un paciente no recibio AT

AOS, apnea obstructiva del suefio; AT, adenotonsilectomia; DS, desviacion estandar; ERM, expansion rapida del maxilar; I, inicial; IAH, indice de apnea y hipoapnea; IAR, indice de
alteracion respiratoria; F, final; PSG, polisomnografia; PG, poligrafia; R, Recidiva; SR, Sin recidiva; STM, sin terapia miofuncional; TM, terapia miofuncional.
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4.4.2. Saturacion de oxigeno

Para medir la SaO3, se evaluaron varios pardmetros: La media de los valores de la SaO, minima,
el nadir de la Sa0:, la SaO; media y el IDO.

La Sa0; es la fraccion de hemoglobina saturada de oxigeno en relacion con la hemoglobina
total (insaturado + saturado) en la sangre. Muchos pacientes que sufren de AOS tienen
desaturaciones de oxigeno intermitentes que se asocian a episodios de apnea o hipoapnea‘!?,
El nadir de la SaO; puede referirse al punto mas bajo de SaO», mientras que el IDO es el nimero
de veces que el nivel de oxigeno de la sangre disminuye en un cierto grado desde la linea de
base por hora de suefio.

Tres ensayos midieron la media de la SaO; minima antes, después de la primera fase de
tratamiento y al final de ambos tratamientos(** 13 139 Todos estos estudios experimentales
encontraron un aumento significativo en la media de SaO> minima, que fue mayor después de
ambos tratamientos (cirugia y tratamiento de ortodoncia) pero no después de la primera fase
del tratamiento.

Dos reportes de casos describieron el nadir de la Sa0>(!3%: 16D, Kim M y cols., midieron el nadir
de la Sa0; antes de la ERM y dos afios y medio después de la disyuncién, en un nifio que no
respondio6 a la AT y notaron un aumento del 60% al 94%16D. Bignotti D y cols., ilustraron un
aumento del nadir de la SaO; después de la AT, pasando de un 89% a un 93% pero una
disminucién del mismo de un 93% a un 50% después del tratamiento con Twin block(3®),

Tres articulos informaron del promedio de la Sa0,®% 138160 Bignotti D y cols., han encontrado
un menor nivel de Sa0; en los pacientes que se sometieron a ambos tratamientos (AT y Twin
block’ 13®) a diferencia de Gracco A y cols., que describieron un mayor nivel de SaO> después
de la cirugia y de la ERM!®?. Del mismo modo, el tercer estudio informé un incremento
significativo en la SaO; media, un afio después del tratamiento quirtirgico o de la ERM. Sin
embargo, los autores no encontraron ninguna diferencia en la SaO; media nocturna en el grupo
tratado en conjunto por ERM y AT antes y un afio después de someterse a ambos tratamientos
(97,85 +1,28% vs. 97,42 + 2,06%)®.

El IDO fue evaluado por dos reportes de casos al principio, después del tratamiento de cirugia
y al final de ambos tratamientos. En estos articulos, el IDO disminuyé de manera mas

importante después de ambos tratamientos que después del tratamiento quirargico(!%%: 169,
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4.4.3. Recidiva de la AOS

Dos estudios de casos y controles realizaron un seguimiento de sus pacientes e informaron de
la recurrencia de la AOS en pacientes que fueron tratados por AT seguido de ERM(33: 156),
Guilleminault C y cols., evaluaron y monitorearon a un grupo de 29 adolescentes considerados
curados de AOS (AHI 0,4 + 0,4) y sin sintomatologia clinica después de experimentar un AT y
una ERM en la infancia temprana. Después de un seguimiento total de siete afios, 20 de los 29
individuos presentaron recidiva de la AOS, teniendo sintomatologia clinica y un IAH medio de
3,1 + 1,0, mientras que nueve pacientes no reportaron quejas clinicas y obtuvieron un IAH
medio de 0,5 + 0,2(13. Asimismo, Guilleminault C y cols., evaluaron a 24 individuos tratados
con AT seguido de ERM, con o sin seguimiento con terapia miofuncional (TM). La evaluacién
de seguimiento se realizo entre el mes 22 y 50 después de la terminacion de la reeducacion
miofuncional o del tratamiento de ortodoncia si no se recibi6 reeducacion miofuncional. Trece
de los 24 sujetos que no se sometieron a la reeducacion miofuncional desarrollaron una
recurrencia de los sintomas de la AOS y presentaron un IAH medio de 5,3 £ 1,5 y una media
de la SaO> minima de 91 + 1,8%. Todos los 11 sujetos que completaron la reeducacion

miofuncional durante 24 meses eran sanos. (IAH de 0,5 £ 0,4)(159,
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Tabla 4: Resumen de la saturacion de oxigeno

Promedio de

Afio — Autor Sa0: minima Sa0: minima Sa0: minima Promedio de SaQ: S20, intermedio Promedio de Sa0: IDO IDO IDO
rincipal inicial (%) intermedia (%) final (%) inicial (%) ? (%) final (%) inicial intermedio final

prneip Media +DS Media +DS Media +DS Media +DS Medis +DS Media +DS (eventos/h) (eventos/h)  (eventos/h)

Grupo 1: Grupo 1:
2011 Guilleminault ~ Grupo 1: 92.1+0.5 95.24+0.3 98.0+0.2* / / / / / /
et al.(%) Grupo 2: 92.5+0.4 Grupo 2: Grupo 2:

95.940.3 97.6+0.3*
2012 Pirelli et al.'5) / / / / / / / / /
2013 Guilleminaul 9541
2013 G Heminault 90 £1.5 PostAT: 92+1  TM: 96+ 1* / / / / / /

STM: 91 + 1.8
2013 Guilleminaul 98+ 1.5
Sealias | cminault 91+2.5 Post AT: 94+ 3 SR: 97 + 1* / / / / / /
R:92.5 £1.5%
Grupo 1:
. *
Orupo 1001127 97.50+1.14*
2014 Villa et al.®” / / / 9.5 621 47 / Grupo 2: / / /
. . "
Grupo 3: 97.85+ 1.28 07421 84
Grupo 3: 97.42+£2.06
. Nadir F: 85
. (161) .

2014 Kim e al. / Nadir: 60 Nadir: S- 94 / / / / / /
L e et / / / 96.5% / 98.1 23.4 / 1
i:)l(?s 71)&lexander et / / / / / / / / /
2ia, enottiet Nadir: 89 Nadir: 93 Nadir: 50 97.3 96.0 96.0 22.0 0.7 32
2019 Nauert et al.(!> / / / / / / / / /
* p<0,05

AOS, apnea obstructiva del suefio; AT, adenotonsilectomia; DS, desviacion estandar; ERM, expansion rapida del maxilar; F, final; R, Recidiva; SR, Sin recidiva; S, seguimiento; SaO», saturacion
de oxigeno; STM, sin terapia miofuncional; TM, terapia miofuncional.
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5. DISCUSION

5.1. Resumen de la evidencia

5.1.1. Gravedad de la AOS

Todos los estudios incluidos destacaron una mayor disminuciéon de los indices
polisomnograficos (IAH o IAR) después de que los pacientes se hubiesen sometido en conjunto
a los tratamientos quirurgicos y de ortodoncia® 133-16D) La mayoria de los nifios necesitaban
ambos tratamientos para tener una resolucion completa de sus sintomas y una normalizacion de
la PSG®- 153,

Estos resultados fueron independientes de los diferentes tipos de tratamiento utilizados. Sin
embargo, la mayoria de los estudios realizaron los mismos tipos de tratamiento: ERM como
tratamiento de ortodoncia y AT como tratamiento quirdrgico. Solamente dos reportes de caso
efectuaron un avance mandibular como tratamiento ortodontico!'>® 139 y un reporte de caso
describi6 una epiglotoplastia y una reduccion de la base de la lengua como tratamientos
quirtrgicos!%?,

Por lo tanto, el tipo de tratamiento quirtrgico deberia determinarse dependiendo del sitio de
obstruccion. Asi, en los pacientes con AOS residual que ya se han sometido a AT y ERM, se
deberian considerar sitios adicionales de obstruccion durante el suefio, tales como el colapso de
la epiglotis'®®, el colapso supraglético o de base de la lengua'®.

Ademas, excepto en dos ensayos clasificados de alto riesgo de sesgo, no hubo diferencia entre
los sujetos que comenzaron con el tratamiento de ortodoncia o con el tratamiento quirargico®
159, Pirelli P y cols., reportaron una mayor efectividad de la ERM como parametro inicial del
tratamiento, sin embargo, no era un ensayo controlado aleatorio y la seleccion de los pacientes
que recibieron la AT no era adecuada’>®. Por el contrario, Villa MP y cols., destacaron un
mayor [AH postratamiento en el grupo que experimentdé ERM en comparacion con los que
estaban bajo la AT. Sin embargo, en este estudio, hubo una diferencia importante entre la edad

media del grupo tratado por AT y la del grupo tratado por ERM®?)
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5.1.2. Saturacion de oxigeno

Dos investigaciones con un bajo riesgo de sesgo!>* 13 y otra con un riesgo moderado de
sesgo!!3¥ encontraron un aumento significativo en la media de la SaO> minima, y fue mayor
después de recibir en conjunto la cirugia y el tratamiento de ortodoncia que después de la
primera fase de tratamiento. Sobre el nadir de la SaO, los resultados fueron heterogéneos y
tuvieron un alto riesgo de sesgo!!3% 161,

Entre los estudios que evaluaron la SaO> media, habia muchas discrepancias entre los resultados
y una falta de evidencia sdlida. Después de someterse a ambos tratamientos, el nivel medio de
la SaO» fue menor segtin Bignotti D y cols.,"*® mayor segiin Gracco A y cols.,'®? y no hubo
cambio segtin Villa MP y cols.®).

De la misma manera, dos reportes de casos de escasa relevancia clinica describieron una mayor
reduccion del IDO en pacientes que fueron sometidos a ambos tratamientos que aquellos que

recibieron Unicamente el tratamiento quirtrgico!>% 160,

5.1.3. Recidiva de la AOS

La recidiva de la AOS después de la AT y de la ERM fue observada en dos estudios de casos y
controles retrospectivos(!33: 136),

En el primero, caracterizado por ser de buena relevancia clinica, Guilleminault C y cols.,
destacaron una recurrencia de la AOS en 20 de los 29 pacientes tratados en su infancia por una
combinacion de AT y de ERM. Por lo tanto, los autores sugirieron que la reaparicion de la AOS
podria ocurrir varios anos después de reportar un tratamiento adecuado, es decir después de un
tratamiento quirdrgico y de ortodoncia adecuado. Curiosamente, se observaron en los pacientes
con recidiva de AOS unos rasgos clinicos similares: 12 de los 20 adolescentes presentaban una
escala de Friedman de 4; 16 de los 20 nifios tenian un paladar alto y estrecho, y habia un resalte
de mas de 2,5 mm en 14 de los 20 nifios, lo que sugeria que estos pacientes presentaban una
recidiva esquelética a pesar de la expansion maxilar previamente realizada!>®,

Del mismo modo, un segundo estudio de casos y controles, puntuado como de moderado riesgo
de sesgo, evaluo la recidiva de la AOS realizando un seguimiento a 24 nifios con (n=11) o sin
TM (n = 13). Todos los nifos habian sido previamente curados de la AOS (AHI 0.4 + 0.3) por
la combinacién de AT y ERM. Se vio a largo plazo que los nifios que recibieron la TM seguian
curados de la AOS, mientras que los nifios que nunca fueron entrenados para realizar estos

ejercicios, tenian posteriormente una recurrencia de AOS(!5%,
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Resultados similares fueron reportados por Villa MP y cols., en pacientes que recibieron AT y

que fueron seleccionados aleatoriamente para recibir TM o not,

5.1.3.1. Habitos que afectan a la estabilidad del tratamiento de la AOS

En la literatura, se observo que la respiracion oral y la hipotonia labial eran caracteristicas
peculiares de los nifios con AOS, que aumentaban la resistencia nasal y que se asociaban con
la mala posicion de la lengua, interfiriendo asi con el crecimiento del maxilar y de la
mandibulal®®-1%®), Por lo cual, la persistencia de la respiracion oral durante el suefio podia
afectar directamente a la posicion y a la fuerza de la lengua asi como a la de los musculos
orofaciales, de tal modo que provocaba un desarrollo anormal del complejo estomatognatico
favoreciendo los TRSU%9),

Del mismo modo, Lee SY y cols., realizaron un estudio retrospectivo donde evaluaron la
persistencia de la respiracion oral y la recurrencia de la AOS en 64 nifios tratados con AT. De
los 64 nifios, 26 presentaban un AOS residual y se observé que los respiradores bucales tuvieron
un IAH residual significativamente mayor en comparacion con los nifios que respiraban
nasalmente(1%?,

Asi, la reeducacion miofuncional podria realizarse para evitar esta evolucion y restaurar una

funcion estomatognatica correcta!’?).

5.1.3.2. La TM como otra posibilidad de tratamiento

La TM consiste en efectuar ejercicios que involucran el paladar blando, la lengua y los muasculos
faciales y las funciones estomatognaticas'’"). Para los ejercicios del paladar blando, los
pacientes tienen que pronunciar sonidos orales vocalicos de forma continua (ejercicios
isométricos) o intermitentemente (ejercicios isotonicos)!’!. Los ejercicios de lengua consisten
en mover la lengua a lo largo de las superficies superiores y laterales de los dientes, colocar la
punta de la lengua contra la parte anterior del paladar duro, presionar toda la lengua contra el
paladar duro y blando, y forzar la lengua en el suelo de la boca!’V. Los ejercicios faciales
solicitan los musculos del labio, los musculos bucinadores (movimientos de succion y
aplicacién de una presion intraoral con los dedos contra los musculos buccinadores) y los
musculos de la mandibula (movimientos laterales de la mandibula)(!”). Ademas, las funciones
estomatogndticas se trabajan instruyendo a los pacientes a inhalar nasalmente y exhalar

oralmente con y sin inflar un balon, y realizando ejercicios especificos de deglucion y
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masticacion (es decir, tragar con los dientes apretados juntos, lengua colocada en el paladar y

sin contraccion de los musculos peri-orales; alternando los lados de masticacion)(7D.

La TM demostrd ser un buen complemento a la AT y la ERM , aumentando la estabilidad de

ambos tratamientos(!56- 169),

Lee SY y cols., recomendaron que la evaluacion de la respiracion
oral durante el suefio se debia realizar sistematicamente después de la AT y su persistencia
debia tratarse con TM!),

Ademas, la reeducacion miofuncional presentaba beneficios sobre la respiracion, el habla, la
deglucion, el crecimiento orofacial y la eliminacion de la postura anormal de la cabeza-cuello.
También, se demostré que la TM podia disminuir el IAH de aproximadamente un 50% en

adultos y de un 62% en niflos y mejorar en los adultos la SaO> minima, los ronquidos y los

signos de somnolencia‘!’?,

5.2. Importancia del tratamiento pediatrico

Los trastornos del suefio en los nifios ocurren durante el periodo critico del desarrollo del
cerebro. Las consecuencias de no tratarlos pueden ser de alta relevancia, dando lugar a las
siguientes condiciones de salud: Retraso en el crecimiento, anomalias cognitivas y conductuales
como hiperactividad, bajo rendimiento escolar, disfuncién cardiovascular y endotelial y una
calidad de vida general reducida. Es por eso que se considera importante tratar a los pacientes

pediatricos con AOS®7- 99,

5.2.1. Trastornos neurocognitivos, conductuales y depresivos

El impacto de la AOS en las funciones cognitivas de los nifios parece ser mas grave que en los
adultos. Al actuar sobre las estructuras plasticas del cerebro, el desarrollo neuro-psiquico, las
habilidades de aprendizaje y las interacciones sociales pueden verse alteradas de manera

irreversible(!73),

Por lo cual, los nifios con AOS pueden presentar problemas de aprendizaje y de disminucion
del rendimiento escolar, desarrollando una mayor prevalencia de padecer alteraciones de la
inteligencia general, de la inteligencia verbal, del aprendizaje, de la memoria, de las funciones
ejecutivas, de las habilidades visuoespaciales y fonéticas, del lenguaje, de la formacién de

conceptos, del pensamiento analitico y de las habilidades matematicas®> 7#17®_Dentro de las
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alteraciones conductuales, se observé que la hiperactividad era la alteracion que con mayor
frecuencia se reportaba. Ademas, la presencia de ronquidos u otros sintomas de los TRS eran
factores de riesgo fuertes para la aparicion o la exacerbacion futura del comportamiento

hiperactivo en los siguientes afios de su desarrollo!””,

5.2.2. Alteraciones cardiovasculares

A medida que la via aérea superior se estrecha o se obstruye por completo, el esfuerzo del
paciente durante la respiracion aumenta progresivamente. Debido a la restriccion del aire, existe
un aumento relativo del didxido de carbono sérico (hipercapnia) y una disminucion del oxigeno
sérico (hipoxemia). Lo que provoca un aumento del tono simpatico que a su vez produce un
aumento de la frecuencia cardiaca y de la presion arterial. Lo que desencadena un esfuerzo
respiratorio creciente que causa un microdespertar cortical, que da lugar a la apertura superior
de la via aérea. Una vez que el paciente se vuelve a dormir, la via aérea superior puede
colapsarse de nuevo con la recurrencia del proceso mencionado anteriormente (Figura 9)®.
Esta secuencia de respiracion puede tener consecuencias significativas para el nifio y provocar

alteraciones cardiovasculares tales como arritmias cardiacas e hipertension arterial 139,

et
===
~

—>

Figura 9: Consecuencias de una hipoxia intermitente repetida..

Asi, los nifios con AOS presentan con mayor frecuencia una presion arterial diastoélica elevada

(181, 182) T.a hipertension arterial se

tanto durante el suefio como en las horas de vigilia
correlaciona con la gravedad de la AOS. Los nifios con ronquidos primarios no presentan

alteraciones de la presion arterial cuando se comparan con nifios no roncadores!83,

60



5.2.3. Alteraciones endocrinas

Esteller E y cols., mostraron que los nifios con AOS eran mas propensos a tener problemas
estaturo-ponderales cuando eran comparados con nifios sanos. También, se vio que el
crecimiento se normalizaba después de la AT en un porcentaje medio de 66,6% o 58,3%, segiin
el criterio utilizado'®¥. La alteracion de la arquitectura del suefio que interfiere en la liberacion
de la hormona del crecimiento se producia sobre todo en las fases IIl y IV de ondas lentas.
Tanto los nifios con AOS como los roncadores primarios presentaban valores reducidos de la
proteina 3 de unidn al factor de crecimiento parecido a la insulina (IGFBP3). Tras el tratamiento

de la AOS, se destacod un aumento en el peso, la talla, el IMC y la masa grasa corporal!3>,

Sin embargo, hoy en dia, s6lo una minoria de nifios con AOS presentaba problemas estaturo-
ponderales. Lo que podria ser debido a un diagndstico realizado de manera temprana, o a unos
factores de confusion, como la creciente incidencia de la obesidad infantil(!3¢- 187 o también al
hecho de que el fallo de crecimiento parecia ser mas prevalente en nifios mas pequefios: En un
grupo de nifios menores de 18 meses con AOS referido para AT, se encontré6 que un 52%
presentaba problemas estaturo-ponderales!!3®). Del mismo modo, el fallo de crecimiento parecia
ser menos comun en nifios mas mayores con AOS. En un estudio de nifios de 4 a 12 afios de
edad con hipertrofia adenotonsilar, solo el 10% presentaba pesos y alturas por debajo del 2,5

por ciento!%?),

5.2.4. Enuresis

La enuresis se asociaba comunmente a la AOS especialmente en nifios obesos. La obstruccion
nasal, un fenotipo facial anormal, y un paladar alto-estrecho eran factores de riesgo
comunes'®. La causa de la enuresis en nifios con AOS es desconocida, aunque puede ser

multifactorial (189,

Del mismo modo, Alexopoulos El y cols., hallaron que la presencia de enuresis se asociaba con
una alta sensibilidad (78,2%) y un bajo valor predictivo positivo (19,2%) para la deteccion de
AOS de grado moderado a grave y presentaba una baja especificidad (34,5%) y un alto valor
predictivo negativo (88,8%) para descartarlo. Por lo cual, los autores concluyeron que los nifios
con ronquidos y sin enuresis referidos para PSG mostraban menos probabilidades de tener una

AOS moderada-grave en comparacion con aquellos con enuresis!?!,
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5.2.5. Alteraciones metabolicas

La presencia de AOS en un nifio obeso podria amplificar sus alteraciones metabélicas. Bhushan
B y cols., evaluaron la asociacion de la AOS con las alteraciones metabolicas, incluyendo las
variables lipidicas y la resistencia a la insulina, en adolescentes obesos. Los autores encontraron
que los niveles de triglicéridos, de glucosa en la sangre en ayuno, de insulina, y del modelo
homeostatico para evaluar la resistencia a la insulina (HOMA-IR) eran perceptiblemente mas altos

en pacientes con AOS en comparacion con aquellos sin AOS (p<0,01)1%?,

5.3. Enfoque multidisciplinario del tratamiento de la AOS

Como la AOS es un sindrome multifactorial®, se debe adoptar un enfoque multidisciplinario

para su tratamiento en niflos. Muchas profesiones tienen que intervenir en conjunto (Tabla 5).

Profesion Tratamiento

Neumologo y Pediatra CPAP

Neuropediatra Farmacos
Otorrinolaringologo AT, UPFP

Psiquiatra/ Psicélogo Farmacos, terapia conductual
Ortodoncista ERM, avance mandibular
Logopeda ™

Tabla 5: La AOS infantil, un enfoque multidisciplinar.

En nuestro estudio, la combinacion de la cirugia de tejidos blandos y del tratamiento de
ortodoncia era mas efectiva para reducir el IAH®® 133-16D) ' independientemente del orden en que
se realizaron los tratamientos!3).

Del mismo modo, se vio que la AT y la ERM afectaban de manera positiva los patrones de
crecimiento de los pacientes con AOS. Un ensayo no aleatorizado evalud los cambios
craneofaciales después de la AT y de la ERM en nifios que respiraban por la boca. Sin embargo,
este articulo fue excluido de nuestro andlisis cuantitativo porque no relacionaba la AT y la ERM

con la AOS. Este estudio compar6 a los niflos con respiracion oral tratados (n =33) o no (n =

20) por AT. En el grupo que recibi6 la AT, 17 de los 33 nifios se sometieron a la ERM. Los

62



autores encontraron que la AT controlaba el crecimiento vertical facial pero no el crecimiento
sagital maxilomandibular. Sin embargo, en nifios sometidos a la cirugia y a la ERM, se not6
que habia una mejora del patron de crecimiento vertical, del perfil facial y un aumento de las
medidas sagitales maxilomandibulares. Ademas, en la vista frontal, el grupo tratado por AT y
ERM mostrd una ganancia transversal significativa en las medidas de la anchura maxilar y de

la anchura nasal(!®?,

5.3.1. Papel del otorrinolaringdlogo

Al ser la hipertrofia amigdalar la principal causa de TRS, la AT es el tratamiento de eleccion.
Sin embargo, el 20-40% de los pacientes presentaban signos y sintomas persistentes de TRS
después de la AT.

La DISE (Drug Induced Sleep Endoscopy), conocida como endoscopia de suefio inducido,
consiste en visualizar la via aérea mediante un fibroscopio mientras el paciente estd sedado por
medio de farmacos!®¥,

Alsufyani N y cols., observaron que los nifios obesos, asmaticos y mayores de siete afios tenian
un mayor riesgo de fracaso del tratamiento de la AOS después de la AT dirigida por DISE.
Ademas, varios parametros vistos con DISE podian predecir el fracaso de la AT, tal como un
tamano pequefio de la amigdalas, un grado de rinitis crénica, y la presencia de un septo nasal
desviado!*¥),

Por lo tanto, la DISE resultaba de gran interés para el diagndstico de la AOS porque tiene el
potencial de individualizar los tratamientos quirirgicos y evitar cirugias innecesarias!!®. Asi,
otras cirugias podrian también ser utiles en el tratamiento de la AOS tales como: La
epiglotoplastia, la uvulopalatofaringoplastia (UPFP), la septoplastia, etc.

La UPFP se ha empleado en nifios con AOS y retraso psicomotor que presentaban paladar y
tvula hipertréficos'*>. Solo es 1til en los casos en que la obstruccion estd principalmente
localizada en el paladar blando. Esta cirugia conlleva el riesgo de insuficiencia velofaringea,

complicacion maés frecuente en los nifios que en los adultos(%).

5.3.2. Papel del ortodoncista

Los dentistas que identifican a pacientes con una morfologia craneofacial caracteristica de la
AOS pediatrica (mentén retrusivo, plano mandibular aumentado, direccion vertical del

crecimiento y una tendencia hacia la maloclusion de clase 1) deberian investigar de manera
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mas profunda en la historia medica clinica de sus pacientes. Cuando la morfologia craneofacial
se acompana de antecedentes de ronquidos, incapacidad para respirar por la nariz, alergias
significativas, asma u obesidad, el dentista deberia derivar al paciente a un otorrinolaringélogo
para su evaluacion*?.

En efecto, se encontrd una prevalencia de riesgo de padecer TRS pediatricos mas alta en la
poblacion de ortodoncia en comparacion con una poblacion pediatrica sana. En una poblacion
de nifios con maloclusién, mediante cuestionarios, Abtahi S y cols., Vazquez-Casas I y cols., y

Aroucha Lyra MC y cols., detectaron respectivamente una prevalencia de AOS del 10,8%, 22,8
% y del 33 %(198-200),

5.4. Edad optima de tratamiento

54.1. AT

Cualquier nifio de 1 a 18 afios de edad podria ser candidato a la amigdalectomia®®. Sin
embargo, la edad dptima para realizar la cirugia se sitGa entre 3 y 7 aflos?°). Las complicaciones
tardias de la AT eran la deshidratacion o la hemorragia secundaria post-tonsilectomia®®*®. En
el estudio retrospectivo de Lindquist NR y cols., 5225 pacientes menores de dieciocho afos
fueron identificados, con una tasa global de complicaciones tardias del 12,8%. Pacientes
menores de tres afios eran mas propensos a presentar deshidratacion. Esto fue mas significativo
para los niflos menores de 2 afios de edad. Sin embargo, la hemorragia secundaria post-

tonsilectomia fue méas comin en nifios mayores%%,

5.4.2. ERM

La ERM tiene que realizarse antes de la fusion de las suturas maxilares, que se completan a la
edad de 1415 afios en mujeres y 15-16 afios en hombres?. Segiun Melsen B y cols., en la
etapa infantil (hasta los 10 aflos), la sutura era lisa, amplia y en forma de Y. En la etapa juvenil
(de los 10 a los 13 afos), la sutura empezaba a invaginarse. Finalmente, durante la etapa
adolescente (13 y 14 afios de edad), la sutura era mas ondulada con interdigitaciones crecientes
(Figura 10). En pacientes con un estadio avanzado de maduracién esquelética, la expansion

maxilar ortopédica no era posible%).
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Figura 10: La sutura palatina: A) en la etapa infantil; B) en la etapa juvenil, C) en la etapa
adolescente.

Del mismo modo, Angelieri F y cols., establecieron una clasificacion del estadio de maduracion
de la sutura palatina, examinando imdgenes tridimensionales de 140 pacientes que tenian entre
5,6 y 58,4 afios de edad®®. Cinco estadios de maduracion de la sutura media palatina fueron

identificados y definidos (Figura 11):

- Estadio A, linea de sutura de alta densidad recta, con ninguna o poca interdigitacion;

- Estadio B, aspecto festoneado de la linea de sutura de alta densidad;

- Estadio C, 2 lineas paralelas cerca una de la otra, festoneadas, de alta densidad,
separadas en algunas areas por pequefios espacios de baja densidad;

- Estadio D, fusion de la sutura en el hueso palatino, pero no en el hueso maxilar;

- Estadio E, fusion anterior en el maxilar, cierre completado de la sutura.
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Figura 11: Estadio de maduracion de la sutura palatina media

b

Para facilitar el diagnostico y conocer el estadio de maduracion de la sutura palatina, los autores

recomendaban seguir un arbol de decision (Figura 12) ?%), presentado a continuacion.

(Se puede ver la sutura a lo largo de los
huesos maxilares y palatinos?
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Si I

(Hay dos lineas de alta densidad a lo

largo de la sutura?

(Se puede ver la sutura solamente a lo
largo de los huesos maxilares?

i | No si I No
(La linea visible es festoneada? Estadio C Estadio D Estadio E
No I Si

Estadio A Estadio B

Figura 12: Arbol de decisién para poder definir el estadio de madurez de la sutura media

palatina.

Los estadios A y B fueron observados principalmente hasta los 13 afos de edad, mientras que
el estadio C fue observado sobre todo a partir de los 11 hasta los 17 afios pero de vez en cuando
estaba presente en grupos de edad mas jovenes y mayores. La fusion de la region palatina
(estadio D) y de la region maxilar (estadio E) de la sutura media palatina se completo, solamente
en las mujeres, después de los 11 afios. De los 14 a los 17 afios, 3 de 13 (23%) varones

presentaron solamente la fusion en el hueso palatino (estadio D).

Por lo cual, para los pacientes adultos con AOS, se recomendaba el uso de ERM asistida

quirtrgicamente (SARPE)®?07-209,

Sin embargo, el SARPE era un método invasivo que
necesitaba un periodo largo de retencion®'?).

Recientemente, se desarroll6 la ERM asistida por minitornillos (MARPE) que puede producir
una expansion ortopédica en los adultos. El MARPE es un disefio hibrido que ancla el aparato
que realiza la ERM a unos minitornillos situados en el paladar a cada lado de la sutura.
Transmite fuerzas directamente al paladar y a la sutura palatina. Por lo tanto, el MARPE podria
reducir los efectos adversos del disefio original, disminuyendo la version de los dientes y del
hueso alveolar®!!-212),

Del mismo modo, se observo que el MARPE podia ser una alternativa interesante al SARPE en
la mayoria de los pacientes que no estaban en fase de crecimiento con deficiencia transversal

maxilar@!?,
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Por lo cual, esa técnica hibrida que sobrepasa los limites de edad de una disyuncion
convencional, se convierte asi en el tratamiento de eleccion para curar la AOS en la

adolescencia®!¥,

5.4.3. Avance mandibular

Se demostrd que el tratamiento de la maloclusion esquelética de clase II con aparatos
funcionales, era eficiente cuando era realizada durante el pico del crecimiento puberal?!3-217),
Sin embargo, si el tratamiento se realizaba antes, los aparatos funcionales de clase II no
presentaban resultados clinicos relevantes para la correccion de la clase esquelética. No
obstante, se producia una correccion dentoalveolar que reducia el resalte y la severidad de la
maloclusion®@!®),

En un reporte de caso(159), después del fracaso de la AT, una paciente de tres afios recibié un
tratamiento con un aparato funcional de clase II con el fin normalizar su crecimiento. Sin
embargo, en la literatura se recomienda en los casos tempranos con maloclusion de clase II

tratar solamente la deficiencia del maxilar!?,

5.5. Limitaciones

A nivel de los estudios, la principal limitacién fue que la mayoria de los articulos incluidos
mostraban una evidencia clinica limitada y esta fue la razon por la que no fue posible realizar
un metaanalisis.

Una debilidad notable que afectd a la calidad metodologica/riesgo de sesgo de los articulos
seleccionados fue que, en la mayoria de los estudios, el nimero de sujetos sometidos en
conjunto a un tratamiento quirargico y de ortodoncia fue demasiado bajo. Cinco estudios tenian
un niimero de pacientes, que recibieron ambos tratamientos, igual o mayor a 24 @ 153-156) Un
reporte de caso describia dos gemelas!”” y los demds casos clinicos presentaban un tnico
paciente(158-160),

Otro factor limitante de la revision fue que, en la mayoria de los estudios, se aplicaron los
tratamientos solamente en nifios mayores de 6 afios. Sin embargo, la edad Optima para realizar

una adenoamigdalectomia es entre los 3 y 7 afios°).
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Otra limitacion importante fue que varios estudios no informaron del IMC en su poblacion(!3:
155,157,159, 160) " Sin embargo, se puede considerar el IMC como un factor de confusion ya que la

AOQOS se considera como una de las consecuencias adversas de la obesidad infantil.
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6. CASO CLINICO

6.1. Descripcion del caso

Una paciente de siete afos fue diagnosticada de TRS en el Hospital de Valdecilla en Santander
mediante una PSG. Presentaba un estadio de Mallampati IV. Sus datos polisomnograficos
revelaban una mayoria de apneas centrales y de eventos hipoapneicos. Ademas, su AOS podia
calificarse de posicional, es decir que gran parte de los eventos se producia durante la posicion
supina. La paciente presentaba inicialmente un IAR global de 18,7; un IAR supino de 26; un
IAH global de 16,9; una SaO2 media de 97% y una SaO2 minimade 91%. La paciente se sometio

primero a una cirugia otorrinolaringolégica adeno-amigdalar.

Figura 13: Registros postquirurgicos
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6.2. Cefalometria

6.2.1. Cefalometria de Steiner (Figura 14 y Tabla 6)

| 84°
81°

®

e 760
13 :
* Clase I esquelética.
* Biotipo mesofacial.
* Incisivo superior: Linguoversion
apical.
16° )\ .. . . ..
o * Incisivo inferior: Normoposicionado
4 Be y normoinclinado.
: s 4 * Plano oclusal posterorrotado.
33° o T °

» Ligera retroquelia superior
» Ligera proquelia inferior.

Figura 14: Cefalometria de Steiner: Trazado.

Norma Caso Valoracion
: ©) ©)
Angulo SN-Plano de Franckfort 743 8 0
Angulo SNA 82+2 84 0
Angulo SNB 8042 81 0
Angulo SND 76+2 76 0
Angulo ANB 241 3 0
Angulo SN-Plano mandibular 3242 33 0
Angulo del plano oclusal 1442 21 +++
Angulo goniaco 12545 122 0
Distancia incisivos superiores — NA (mm) 4+1 2.8 -
Angulo incisivos superiores — NA 2242 16 --
Distancia incisivos inferiores — NB (mm) 4+1 3.9 0
Angulo incisivos inferiores — NB 2542 25 0
Angulo interincisal 13144 136 +
Protrusion del labio superior (mm) 0+0 -0.9 -
Protrusion del labio inferior (mm) 0+0 0.4 +
Distancia Pogonion — Punto B (mm) 4+1 -1.9 ---

0: en norma; +: aumentado; -:disminuido.

Tabla 6: Cefalometria de Steiner
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6.2.2. Cefalometria de Ricketts (Figura 15 y Tabla 7)

88°

10

v a5°
350 /. 5 3 -1
260 . Sl Ay

Figura 15: Cefalometria de Ricketts: Trazado.

Clase I esquelética.

Biotipo mesofacial.

Incisivo superior e inferior:
Normoposicionados y
normoinclinados.

Plano oclusal posterorrotado.

Normoquelia superior e inferior.

Norma Caso Valoracion

Mandibula
Eje facial (°) 90+3,5 86
Profundidad facial (°) 87+3 88
Plano mandibular (°) 26 +4.5 26
Altura facial inferior (°) 47+ 4 45
Maxilar
Convexidad (mm) 2+2 3.5
Profundidad maxilar (°) 90+3 92

Problemas dentarios
Posicion incisivos superiores (mm) 3.5+23 5.8

Inclinacion incisivos superiores (°) 28+4 25

Posicion incisivos inferiores (mm) = 1.0+23 = 3.2

Inclinacion incisivos inferiores (°) 22+4 20

Angulo interincisivo (°) 132 +6 136

Inclinacion plano oclusal (°) 24,5+4 16
Tejido blando

Protrusion del labio (mm) 20+£2.0 -0.7

0: en norma; +: aumentado; -:disminuido.

Tabla 7: Cefalometria de Ricketts

oo o O

[e>Rien)

OO OO0 o
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6.2.3. Cefalometria de Jarabak (Figura 16 y Tabla 8)

* Alto potencial de crecimiento de la
rama y del cuerpo mandibular.

62 .
: *  Mesofacial.

“119° AN * Incisivo superior e inferior:
/ Normoposicionados y
| normoinclinados.
62 |
| age
i 730
90°

Figura 16: Cefalometria de Jarabak: Trazado.

Norma Caso Valoracion \

Angulo SN-Plano de Franckfort (°) 7+3 8 0
Angulo de la silla (°) 12345 119 0
Angulo articular (°) 14346 154 +
Angulo goniaco (°) 130+7 122 -
Angulo goniaco superior (°) 52-55 48 -
Angulo goniaco inferior (°) 70-75 73 0
Suma de angulos (silla + articular+ goniaco) (°) 396+6 396 0
Base craneal anterior/ Longitud del cuerpo (1:1) 61.6/64.0 -
mandibular

Base craneal posterior/ Altura de la rama (3:4) 25.9/38.1 -
Altura facial posterior/ Altura facial anterior 59%-63% 62.4% 0
Inclinacion incisivo superior — Plano SN (°) 98-108 100 0
Inclinacion incisivo superior — Plano palatino (°) 110-115 107 -
Inclinacion incisivo inferior — Plano mandibular (°) 85-95 90 0
(Tweed)

0: en norma; +: aumentado;-:disminuido.

Tabla 8: Cefalometria de Jarabak
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6.2.4. Cefalometria de Mc Namara (Figura 17 y Tabla 9)

* Clase I no corroborada por un Wits
de -5 mm.

* Dimension vertical normal.

* Vias aéreas permeables.

* Incisivo inferior normo-inclinado.

‘g6 73

121°

10 ! 60 /
27°

Figura 17: Cefalometria de Mc Namara: Trazado.

Norma Caso Valoracion
Longitud efectiva maxilar (mm) 73
Longitud efectiva mandibular (mm) 95
Longitud mandibular- Longitud maxilar 22 0
Dimension vertical 59.9 0
Distancia punto A a Nasion perpendicular (mm) 0 1.7 +
Distancia punto Pogonion a Nasion perpendicular 741 36 i
(mm)
Diametro faringeo superior (mm) >5 16.1 0
Diametro faringeo inferior (mm) 11.3+4 9.6 0
Angulo de Tweed (°) 85-95 90 0
Angulo nasolabial (°) 90-110 121 +
WITS (mm) 0 -5 --

0: en norma; +: aumentado;-:disminuido.

Tabla 9: Cefalometria de Mc Namara
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6.2.5. Sintesis cefalométrica

La paciente presentaba una clase I esquelética (ANB: 3°), no corroborada por el WITS (-5).
Tenia un patron mesofacial. Sus incisivos estaban normo-posicionados y normo-inclinados. La

vias aéreas estan permeables después de la cirugia. (Figura 18)

Figura 18: Sintesis cefalométrica
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6.3. Resultados

Después de la cirugia otorrinolaringologica (Figura 13), la paciente mostraba un IAR global de
9,7; un TAR en posicion supina de 8,3; un IAH global de 9,2; una SaO> media de 98% y una

Sa0O; minima de 93%. Por lo cual, se decidié realizarle una ERM.

Figura 19: Fotografias con el disyuntor de Hyrax

Finalizada la ERM, se realizo a la seis semanas la PSG final. Los registros polisomnograficos
mejoraron con un IAR global de 5,3; un IAR en posicion supina de 5,1; un IAH global de 2,7;
una Sa0; media de 99% y una SaO; minima de 94%. Los resultados fueron resumidos en la

Tabla 10.

P.S.G. diagnostica P.S.G. Postcirugia P.S.G. Post-ERM
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126 eventos respiratorios:

45 apneas centrales

8 apneas obstructivas
3 apneas mixtas

58 hipopneas

12 ERAM

63 eventos respiratorios:
23 apneas centrales

0 apneas obstructivas

3 apneas mixtas

34 hipopneas

3 ERAM

39 eventos respiratorios:

7 apneas centrales

0 apneas obstructivas
0 apneas mixtas

13 hipopneas

19 ERAM

IAR global: 18.7
IAR supino: 26
IAH global: 16.9

IAR global: 9.7
IAR supino: 8.3
IAH global: 9.2

IAR global: 5.3
IAR supino: 5.1
IAH global: 2.7

Sa0, media: 97%

Sa0; minima: 91%

Sa0, media: 98%

Sa0; minima: 93%

Sa0, media: 99%

Sa0; minima: 94%

Tabla 10: Pardmetros polisomnograficos

6.4. Conclusiones

En este caso clinico, se ilustra el manejo de la AOS mediante la combinacion de cirugia

otorrinolaringologica adenoamigdalar y de tratamiento de ortodoncia mediante la expansion

rapida del maxilar. Después de someterse a ambos tratamientos, se observa una disminucion

del TAH y del TAR, y un mayor aumento de la SaO; media y minima. Sin embargo, son

necesarios registros a largo plazo y con un mayor tiempo de seguimiento para poder evaluar la

estabilidad del tratamiento aplicado.
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1)

2)

3)

4)

5)

7. CONCLUSIONES

La adenotonsilectomia y el tratamiento ortodontico eran bastante mas efectivos juntos que
por separado para curar la apnea obstructiva del suefio en pacientes pediatricos.

Después de experimentar ambos tratamientos, habia una mayor disminucion del indice de
apnea-hipoapnea y del indice de alteracion respiratoria, un importante aumento de la media
de la saturacion de oxigeno minima y del indice de desaturacion de oxigeno.

La reaparicion del sindrome de apnea obstructiva del suefio podia ocurrir varios afios
después de someterse a un tratamiento adecuado. Para evitar la recurrencia, la terapia
miofuncional podria ser recomendada como seguimiento.

La principal limitacion de esta revision fue la disponibilidad de pocos estudios y que la
mayoria de ellos fueron considerados de alto riesgo de sesgo. Por lo cual, se requieren
investigaciones adicionales con buena evidencia clinica para confirmar este hallazgo.

El caso clinico ilustrd6 estos hallazgos ya que se obtuvo mejores pardmetros

polisomnograficos después de recibir en conjunto el tratamiento de cirugia y de ortodoncia.
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10. ANEXOS

10.1. ANEXO 1: Estrategia de la busqueda

Database: Ovid MEDLINE(R) ALL <1946 to April 17, 2021>
Search Strategy:

1 apnea.mp. or exp Apnea/ 60477
. 2 expansion.mp. 185302
MedLine (N: 166) 3 exp extraction/ or extraction.mp. 301665
(Ovid) )
http://ovidsp.tx.ovid.com 4  exp orthodontics/ or orthodon*.mp. 68510
5 2or3or4 544578
6 tonsil*.mp. 37937
7  exp adenoid/ or adenoid*.mp. 18117
8 6or7 49856
9 land5and8 166
Database: Embase <1974 to 2021 April 17>
Search Strategy:
1 exp apnea/ or apnea.mp. 99525
2 expansion.mp. 236568
EMBASE (N: 218) 3 exp extraction/ or extraction.mp. 479017
(Ovid)
http://ovidsp.tx.ovid.com 4 orthodon*.mp. 57850
5 2or3or4(704171) 763385
6 tonsil*.mp. (42139) 44450
7  adenoid*.mp. 19711
8 6or7 58783
9 land5and8 218
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ANEXO 1: (continuacion)

#12 Add Search (#1 and #6 and #10) Filters: Humans 188
#11 Add Search (#1 and #6 and #10) 208
#10 Add Search (#8 or #9) 49866
PubMed (N= 188) #9 Add Search adenoid* 18118
#8 Add Search tonsil* 37945
http://www.ncbinln.nih.gov/pubmed | 46 Adq Search (#2 or #3 or #5) 1227089
#5 Add Search orthodon* 80146
#3 Add Search extraction 965405
#2  Add Search expansion 198175
#1  Add Search apnea 64458
ID Search Hits
#1 apnea 9921
#2  Expansion 6318
#3  Extraction 22906
Cochrane (N =43 ) #4  orthodon* 5273
#5 #2or#3 or#4 32823
#6  tonsil* 3918
#7 adenoid* 1297
#8  #6 or #7 4426
#9  #1 and #5 and #8 43

LILACS (N =7)

Apnea, orthodon*, extraction, expansion, tonsil*, adenoid*
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10.2. ANEXO 2: Indice de calidad de los estudios individuales

2014

Villa MP  Guilleminault
y cols.(89) Cy cols.(153)
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10.3. ANEXO 3: Lista de verificacion CARE

2019 2019 2019 2018 2014
Tema Item Alexander N BignottiDy NauertKy GraccoAy KimMy
ycols.(157)  cols.(158)  cols.(159)  cols.(160) cols.(161)
Titulo 1 0 1 1 1 0
Palabras clave 2 0 0 0 0 0
3a 1 0 0 1 0
Resumen 3b ! ! ! ! 0
3c 1 1 1 1 1
3d 1 1 1 1 1
Introduccion 4 0 0 0 1 0
S5a 1 1 1 1 1
., . 5b 1 1 1 1 1
Informacion del paciente 5c ) ) i ) )
5d 0 1 1 1 1
Hallazgos clinicos 6 1 1 1 1 1
Linea de tiempo 7 1 1 1 1 1
8a 1 1 1 1 1
e 8b 0 0 0 0 0
Evaluacion diagnostica % 0 0 0 ) 0
8d 0 0 0 0 0
9a 1 1 1 1 1
Intervencion terapéutica 9b 1 1 1 1 1
9c 1 1 1 1 1
10a 1 1 1 1 1
. 10b 1 1 0 1 1
Seguimiento y resultados 10 0 ) X ) 0
10d 0 0 0 0 0
lla 1 0 0 0 1
Discusion 1o ! ! 0 ! !
l1lc 1 1 0 1 1
11d 1 1 0 1 1
Perspectiva del paciente 12 0 0 0 0 0
Consentimiento informado 13 0 0 0 0 0

Total

—
O

[\
[e)

—
o)}

[\
W

—_
oo

111



