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EVALUATION OF THE SEVERITY OF MALOCLUSION IN A GROUP OF

CHILDREN AFFECTED BY OSTEOGENESIS IMPERFECTA

The occlusion is the way the dental arches are related to each other. This is
characterized by a balance between the craniofacial growth which is in harmony

with the growth of the maxilla and the jaw in terms of size, shape and position.

Measure and quantify the malocclusion is essencial for a good ortodontic
diagnosis but also for epidemiological studies where we can measure the

prevalence and the incidence of malocclusion in a certain group of people.

Osteogenesis Imperfecta (Ol) is a conective tissue disease most commonly
involving mutation of the genes that codify type | collagen that affects many
organs in the body, especially the skeleton. It is characterized by a reduction in
bone mass which means bone fragility. The incidence is 1:15,000 newborns, and
it affects all races and genders. For many years the Sillence classification was used
to organize the different forms of the disease based on clinical, radiographic and
genetic criteria, it divides the disease in four major categories. The Ol type | is the
mildest form of the disease, the type Il is lethal at birth and type Ill and IV is the

most severe group of those that survive at birth.

Patients with Ol present unique morphological characteristics as a direct
result of the molecular defect they present, leading to a deficit of bone growth and

mineralization. The anomalies differ greatly on the type of Ol they present.

11



Craniofacial morphology has a wide range of variety from almost normality in
type | to severe type Il dysmorphology with a typical triangular face, anomallous
sagittal relationship , maxillary retruded with respect to the anterior cranial base
(SNA Angle decreased) and increase in the SNB Angle. This describes an
advanced mandibular position in relation to the anterior cranial base, resulting in
true Class Ill patterns. It is observed very severe mandibular prognathisms not
previously detected in other population groups. All this occlusal alterations cause

severe occlusal malocclusion that difficult the orthodontic treatmeant.

The main objective of our study was the evaluation of the severity of
malocclusion in a group of Ol patients in temporary, mixed and adult dentition.
The secondary objective are to create a method to analize the malocclusion in
temporary dentition patients, to date not available at these ages; to apply the
ABO Discrepancy Index in mixed and adult dentition to evaluate the severity of
malocclusion in Ol and determine differences between the OI group and the
control group; another secondary objective is to mention according to the
classification of Sillence, which types of Ol has the more severe malocclusion and
finally to find out which are the variables of the index and method that more

influence on the complexity of the malocclusion.

In our study, we analized a total of 49 patients (25 females and 24 males)
with ages between 4 and 18 years, with different types of Ol, distributed in the
following percentages: Ol type | (n=13); Ol type Ill (n=18); Ol type IV (n=8) and

Ol type V (n=2); 41 of them were in permanent and mixed dentition and 8 of

12



them were in temporary dentition. The control group consisted of 49 patients with
no history of disease, matched at the beggining by age and gender and type of
malocclusion with the Ol group. For each patients we had a complete intra and
extraoral photographs and ortopantomography and lateral radiography when

possible.

We review the bibliography of the different indexes amoung the years and
we chose the Discrepancy Index for the evaluation of the malocclusion in our
group of patients, because it was the one that best suits with our sample. We also
use the method created by us for the temporary dentition patients which we

called Temporary Analysis Method.

All the results were compared by statistical test, as the sample didn’t follow
a normal distribution, we used non parametric test of Kolmogorov-Smirnov with
the Mann-Whitney and Wilcoxon test for the comparasion of the total score of DI
and the MTA between the control group and the Ol group. We used Kruskal-
Wallis test for the comparison of quantitative variables between the control group
and different types of Ol and finally we used ANOVA for the comparison of
multiple means to compare the control group and the different subgroups within

the types of Ol.

In our study most of the patients of the sample shows Class I
malocclusion (61%), followed by Class | (34.1%). No statistically differences were

found between the control group and the Ol group in the Angle Molar class as we
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matched both groups at the beginning of the treatment according to the Angle

molar class.

The total score of the DI shows estatistically significant differences
between both groups, in the control group the results shows a moderate-low
difficulty of treatment whereas in the Ol group the score shows a high difficulty.
In the lateral open bites, we found statistically significant differences at the 95%
(p= 0,002 en la T de Student and Mann-Whitney p=0,001), in the OI group the
incidence is very high where as in the control group is rare to found it.

The variable others which involves agenesias, ectopic eruption, deviations from
the middle line more than 3 mm shows statistically significant differences at 95%
(p= 0,004 en la T de Student y Mann-Whitney p=0,001) between the control
group (0,44) and the Ol group (1,93).In the Ol temporary dentition group, no
significant differences were found in any of the variables studied by the Analysis

Method between the control group and the OI group.

To conclude, Ol patients present more severe of malocclusion compared
with a control group with no disease; the severity of malocclusion increase as the
degree of severity of the disease increases, so type lll and IV has more difficulty of
orthodontic treatment than type | and finally the variable of the DI that most affect
the severity of malocclusion are lateral open bites and "others" which implies

agenesia, ectopic eruption and deviation of the middle line.
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RESUMEN
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DESARROLLO DE UN PROTOCOLO PARA LA EVALUACION DE LA
SEVERIDAD DE LA MALOCLUSION EN NINOS CON OSTEOGENESIS

IMPERFECTA

La oclusién es la forma en que se relacionan las arcadas dentarias entre si,
se caracteriza por un esqueleto facial equilibrado con armonia en el crecimiento

entre el maxilar y la mandibula en cuanto a tamafio, forma y posicion.

Valorar y medir de manera adecuada las maloclusiones es fundamental en
el diagnostico ortodoncico y en el estudio epidemiolégico , ademas de ayudarnos
a conocer la prevalencia e incidencia de las alteraciones de una poblacién en

concreto.

La Osteogénesis Imperfecta (Ol) es una enfermedad genética que se
caracteriza por la una reduccién de la masa 6sea con fragilidad 6sea asociada. Se
encuentra englobada dentro de las displasias esqueléticas y a pesar de su baja
incidencia (1:20.000 recién nacidos) esta catalogada dentro del grupo de
enfermedades raras, afectando a todas las razas independientemente del género.
Durante muchos afos la clasificaciéon de Sillence sirvi6 para organizar las
diferentes formas de la enfermedad en base a criterios clinicos, radiograficos y
genéticos. Siendo la Ol tipo | la forma mas leve de la enfermedad vy la tipo lll y IV

las mds severas de los que sobreviven al nacimiento.
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Los pacientes con Ol presentan unas caracteristicas faciales y craneales
especificas debido a la deficiencia de crecimiento en estas estructuras. La
morfologia craneofacial tiene un rango amplio de variedad desde la casi
normalidad en el tipo | a la dismorfologia severa del tipo Ill, donde los pacientes
presentan una cara triangular atipica, relacion sagital anémala, maxilar retruido
con respecto a la base craneal anterior (dngulo SNA disminuido) y angulo SNB
aumentado, lo que describe una posicion mandibular adelantada con respecto a
la base craneal anterior, de tal modo que se establecen verdaderos patrones de

Clase lll.

Debido al crecimiento del hueso mandibular defectuoso y a una rotacion
anterior de la mandibula en presencia de un céndilo corto y huesos alveolares
subdesarrollados en ambas arcadas, se observan prognatismos mandibulares muy
severos no antes observados en otros grupos de poblacion, lo que se traduce en

alteraciones oclusales severas como grandes mordidas abiertas posteriores.

El objetivo principal del estudio ha sido el desarrollo de un protocolo para

la evaluacion de la severidad de la maloclusién en denticién temporal, mixta y

adulta en nifos con OI.
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Como objetivos especificos establecimos la elaboracién de un Método de
analisis de la maloclusién con los aspectos mas relevantes a tener en cuenta en
denticién temporal; aplicar el Indice de Discrepancia de la ABO en denticién
mixta y adulta para determinar si el colectivo de Ol presenta maloclusiones mas
severas y comparar los resultados obtenidos del grupo de estudio con el grupo
control pareado en edad, género y raza; establecer segin la clasificacion de
Sillence, entre que tipos de Ol las maloclusiones son mds severas; y establecer las

variables del indice influyen mas en la complejidad de la maloclusién.

El total de la muestra del estudio estaba formado por 49 pacientes con
edades comprendidas entre 4 y 18 anos, con diferentes tipos de Ol, distribuidos
en los siguientes porcentajes: Ol tipo | (n=13); Ol tipo Il (n=18); Ol tipo IV (n=8)
y Ol tipo V (n=2). Del total de la muestra, 41 pacientes se encontraban en
denticién mixta y permanente (20 mujeres y 21 hombres) y 8 se encontraban en
denticion temporal (5 nifas y 3 nifios). El grupo control lo formaban 49 pacientes
sin antecedentes de enfermedad, pareados al inicio en edad, género y tipo de
maloclusién con el grupo Ol. Se analizaron fotografias intra y extraorales de cada

uno de ellos y en la medida de lo posible ortopantomografia y telerradiografia.

Tras la revision bibliografica de muiltiples indices de la severidad de la
maloclusién se aplicé el Indice de Discrepancia y el Método de Analisis
Temporal, este Gltimo propuesto por nosotros y comparar los resultados mediante
tests estadisticos. Al tratarse de una distribucién que no cumple criterios de

normalidad, se aplicé el Test no paramétrico de Kolmogorov-Smirnov con la
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prueba Mann-Whitney y Wilcoxon para la comparaciéon de la medida de la
variable cuantitativa entre el grupo control y grupo OI, tanto en denticion
permanente como temporal. Test no paramétrico para muestras no relacionadas
con la prueba de Kruskal-Wallis y para la comparacion de las variables
cuantitativas entre el grupo control y los diferentes subgrupos dentro de la Ol
(tipo I, Il y 1V), con el fin de establecer en que grupos se encontraba la mayor

dificultad de tratamiento.

Los resultados obtenidos muestran que la puntuacién total del Indice de
Discrepancia, clave para establecer la severidad de la maloclusién, nos indica
una dificultad moderada-baja de tratamiento en el grupo control, mientras que en
el grupo Ol la dificultad de tratamiento es alta. Las diferencias entre ambos
grupos fueron significativas en esta puntuacién (p<0,005) al igual que lo fueron

en la mordida abierta lateral y la variable "otros".

La maloclusién predominante en nuestro estudio fue la Clase 1ll, (61% de
la muestra), seguida de una Clase | (34,1% de la muestra). No se encontraron
diferencias estadisticamente entre ambos grupos pues fueron pareados al inicio
del tratamiento segin la Clase Molar de Angle. En el grupo Ol denticién
temporal, no se encontraron diferencias significativas en las puntuaciones totales
ni en las diferentes variables que conformaban el Método de Andlisis entre el

grupo control y grupo Ol.
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Como conclusiones, tras el estudio de las maloclusiones con el indice de
Discrepancia se establece que el grupo Ol, presenta maloclusiones mas severas,
si se compara con el grupo control. Las formas tipos Il y IV de la enfermedad,
presentan las maloclusiones mas severas si son comparadas con el tipo | y grupo
control. Los tipos | no muestran diferencias con el grupo control, ambos
presentando maloclusiones moderadas-leves. Las variables del indice que mas
influyen en la severidad de la maloclusién son las mordidas abiertas laterales y la
variable ‘'otros". Método de Andlisis Temporal no muestra diferencias

estadisticamente significativas entre grupo control y grupo Ol.
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1. INTRODUCCION
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1. INTRODUCCION
1.1.  OCLUSION NORMAL Y MALOCLUSION

La oclusién es la forma en que se relacionan las arcadas dentarias entre si,
refiriéndonos a normoclusion como la situacién 6ptima en las relaciones

oclusales y a maloclusiéon como la situacién atipica en dicha relacion.

La oclusion normal, generalmente se caracteriza por un esqueleto facial
equilibrado con armonia en el crecimiento entre el maxilar y la mandibula en

cuanto a tamano, forma y posicion .

Las maloclusiones junto a la caries dental y las alteraciones periodontales,
constituyen hoy dia uno de los problemas bucodentales mas frecuentes del ser
humano. Algunos autores *se refiere a maloclusién como "desorden oclusal" y las
define como "aquellas variaciones en la oclusion que no son aceptables desde un
punto de vista estético y/o funcional, ya sea para el propio individuo o para el
examinador". Al no existir criterios unanimes de lo que se considera o no
maloclusion, tampoco existe acuerdo a la hora de decidir cudando empiezan las

necesidades de tratamiento.

Valorar y medir de manera adecuada las maloclusiones es fundamental en
el diagnéstico ortodéncico individual y en el estudio epidemiolégico para poder
establecer prioridades y pautas de actuaciéon en los tratamientos, ademas de
ayudarnos a conocer la prevalencia e incidencia de las alteraciones oclusales de

una poblacién en concreto.
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En el diagnéstico clinico individual juega un papel fundamental el criterio
personal del ortodoncista, asi como sus preferencias metodoldgicas a la hora de
elaborar y seguir una pauta de tratamiento, en epidemiologia, resulta
imprescindible disponer de indices e indicadores con una alta fiabilidad, validez
y sencillos de aplicar. Hoy dia se dispone de una gran diversidad de indices y
mediciones para valorar maloclusiones aunque no existe un acuerdo vy

unanimidad sobre cudl o cuales son los mds apropiados para hacerlo °.

1.1.1. Maloclusién de Clase IlI

La maloclusion de Clase Il segln los criterios seguidos por Angle* se
caracterizan por una posiciéon mesial de la arcada dentaria inferior con respecto a
la superior, tomando siempre como referencia la clspide mesiovestibular del
primer molar superior con respecto al surco de desarrollo mesiovestibular del
primer molar inferior. En una clase Ill, la clispide mesiovestibular del primer
molar superior se encuentra en una posicion distalizada con respecto al surco de

desarrollo mesiovestibular del primer molar inferior.

a. Etiologia de maloclusion de Clase IlI

Rakosi en 1966 realiz6 un estudio donde se observé que la longitud
mandibular guardaba una correlacién directa con la distancia Nasion- Silla en las
cefalometrias entre los 6 y los 19 afos de edad, a partir de los 7 ahos y medio se
observa que la longitud de la base va aumentando progresivamente en relacién
con los valores medidos. En esta curva progresiva se demuestra la influencia

genética en las relaciones de Clase IIl >°.
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La herencia parece ser un factor crucial en estas deformidades
dentofaciales. La hipoplasia del tercio medio facial es tipica de la raza oriental y

la forma de transmisién es poligénica y no ligada al sexo ’.

Otro de los factores que influyen en la evolucién de las maloclusiones de
Clase 1l son los factores tisulares y funcionales. El tamano y posicion de la
lengua, desempena un importante papel en la patogénesis de las Clases Ill. Van
Limbourg y otros autores consideran que una lengua aplanada, adelantada y
deprimida puede representar un factor epigenético local como se ha observado
en algunas enfermedades’ El descenso de la lengua se produce cuando existe
hipertrofia amigdalar o adenoidea con obstruccién de la via aérea superior. Al no
entrar en contacto la lengua con la béveda palatina en situaciéon de reposo, se
produce una hipoplasia progresiva del maxilar superior que se comprime sagital y
transversalmente. El hueso no crece hacia delante ya que esta bloqueado en su
porcion anterior y tampoco hay crecimiento transversal porque el buccinador
comprime la arcada superior al mantener el paciente la boca entreabierta. La
disminucion de la permeabilidad de la via aérea se pone de manifiesto tanto en
problemas congénitos como adquiridos. Moyers et al sostienen que la hiperplasia
amigdalina y los problemas naso-respiratorios también pueden adelantar,
deprimir y aplanar la postura lingual manteniendo abierta la via respiratoria y

pudiendo ser una causa de este tipo de maloclusiones ®
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Las fuerzas oclusales generadas por una erupcién anormal, también

pueden ser la causa de una guia incisal desfavorable y dar como consecuencia a

una relacién de Clase lll, de la misma forma que la pérdida prematura de los

molares temporales puede provocar desplazamientos mandibulares debido a la

guia oclusal de los dientes mal ocluidos o la lingualizacién de los incisivos

superiores.

Debido a la diversidad de factores etiolégicos relacionados con esta

maloclusiéon, muchos autores han desarrollado distintas clasificaciones para la

misma.

b. Clasificacion de maloclusion de Clase Il

Canut ? distingue tres tipos de maloclusiones distintas de clase IlI:

Clases 11l verdaderas, las cuales responden a una displasia 6sea en la
que la mandibula es grande y el maxilar pequefio.

Clases Ill falsas o pseudoprogenies, que se caracterizan por un
adelantamiento funcional de la mandibula en cierre oclusal. La
retroinclinacién de los incisivos superiores o proinclinacion de los
inferiores interfiere en el contacto oclusal fisiolégico y fuerza a lo
condilos a mesializarse para lograr establecer la oclusiéon maxima.
Mordida cruzada anterior. En este caso, la anomalia estd circunscrita a
la oclusién invertida de los incisivos por linguoversién de la corona de

los superiores con labioversién de los inferiores o sin ella.
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Por otro lado, Morrow et a

| '°, diferencia la Clase Ill en otros tres tipos diferentes:

Clase Ill dental: la arcada dentaria inferior estd excesivamente en
protrusion o la superior en retrusion, pero condicionan una mordida
cruzada anterior de origen exclusivamente dentario. Las bases
esqueléticas estan bien relacionadas entre si y es la denticion el origen
de la anomalia.

Clase Il esquelética: el maxilar superior es pequeio, la mandibula
grande o existe una combinacion de estos dos factores. Es una
verdadera displasia 6sea.

Clase Il neuromuscular: la mandibula esta en posicion adelantada y
forzada por una interferencia oclusal que obliga a la musculatura a
desviar el patrén de cierre mandibular. Hay una desviacién funcional
en que la oclusién habitual responde a una mesializacion postural del

hueso mandibular.

En clinica no existen formas puras y en la mayoria de las Clases I

coexisten una desviacion dentaria de los incisivos, una displasia esquelética y una

adaptacion funcional de la musculatura masticatoria.

Tweed distingue entre dos categoria. La categoria A en la que la mandibula

se encuentra en una posicién normal y un maxilar poco desarrollado, mientras

que la categoria B se caracteriza por afectacion principalmente mandibular.
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Hogeman y Sanborn distinguen de forma simple y practica los cuatro
grupos principales'"'* :
* Maxilar normal y mandibula protruida.
* Maxilar retruido y mandibula normal.

* Maxilar y mandibula normal.

* Maxilar retruido y mandibula protruida.

Rakosi propuso otra clasificacion morfoldgica que considera 5 posibilidades °:

* Maloclusién de clase Ill secundaria a una relacién dentoalveolar
anormal.

* Maloclusién de clase 11l con una base mandibular alargada.

* Maloclusién de clase lll con subdesarrollo del maxilar superior.

* Maloclusién esquelética clase 1l con una combinacién de
subdesarrollo del maxilar superior y prominencia del inferior; patron de
crecimiento horizontal o vertical.

* Maloclusién esquelética de clase 1l con una guia dental o falsa

mordida forzada.

Por su parte, Schulhof " clasifica la Clase Ill en facil u ortodéncica y dificil

o quirdrgica.
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c. Epidemiologia de la maloclusion de clase IlI
En la mayoria de los estudios, la Clase Il aparece como el tipo de
maloclusion menos frecuente, aunque con diferencias marcadas en distintos

grupos étnicos y zonas geograficas *'*".

En la raza blanca, las prevalencias estd por debajo del 5% en la poblacion
general "'°. En la raza oriental, los porcentajes son claramente superiores ya que
la hipoplasia del tercio medio facial es un claro signo de su raza. En estos paises,
la prevalencia de la maloclusiéon de Clase Ill es de entre el 4-14% de la
poblacién. Los porcentajes escandinavos también son elevados mientras que en
la raza negra apenas existen maloclusiones de Clase Ill, tan solo en el 5-8% de la

poblacién.

En Espafia son muchos los estudios llevados a cabo para establecer
prevalencias de los tipos de maloclusién, Canut ” sefiala una prevalencia del

10,6% en la poblacién ortoddncica espanola.

En EEUU, se llevo a cabo un estudio por la division de estadistica sanitaria
del Servicio de Salud Pablica (USPHS) donde se obtuvieron como resultados que
la clase Ill con resalte inverso es una maloclusion poco frecuente, que afecta en
torno al 1% de los nifos norteamericanos y su incidencia aumenta ligeramente en

los jovenes y en los adultos.

28



d. Tratamiento de la maloclusion de Clase IlI
Hasta el ano 1970, la maloclusion de Clase Il estaba intimamente
relacionada a una prognacia mandibular y se recomendaba el uso de mentoneras

para frenar el crecimiento mandibular.

McNamara y Proffit > destacan que la retrognacia maxilar se ha observado
en el 62-67% de todos los pacientes de clase Il y constituye un papel
importantisimo en la formacién y desarrollo de las mismas. Este cambio de visién
dio lugar a nuevas vias de tratamiento de las clases Ill, tratdndose estas con

protraccién maxilar.

El' diagnéstico es primordial para establecer donde se encuentra la
alteracién esquelética e indicar de esta manera el tratamiento mdas adecuado para

cada una de ellas.

El diagnéstico precoz cumple un papel importante en estas maloclusiones,
ya que los tratamientos ortopédicos que permiten actuar y modificar el
crecimiento del paciente. Se sabe que sin tratamiento, el maxilar superior crece
alrededor de un 30% menos en las clases Il que en las clases I, mientras que la
mandibula crece aproximadamente el doble. La clase Il por lo general tiende a
empeorar y evolucionar de manera espontdnea hacia una clase Ill mas severa
durante el recambio dentario y el crecimiento. Por lo tanto estd mas que

justificado el tratamiento interceptivo de las clases III.
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1.1.2. indices de maloclusién

Los indices son proporciones o coeficientes que actGan marcandonos la
frecuencia con la que ocurren ciertas enfermedades y ciertos hechos en la
comunidad estudiada, en ocasiones, los indices son validos también para

establecer el grado de severidad de la enfermedad.

En EEUU el 20-30% de los individuos tienen una maloclusion que necesita
ser tratada urgentemente, llegando hasta el 60% el nimero de casos con
necesidades de tratamiento menores. En Escandinavia, los resultados no difieren
mucho con cifras de hasta el 70-75% de los nifios con una anomalia mas o
menos seria de la oclusion, con un 25-35% que realmente necesitarian un
tratamiento urgente.

En Espana, se han obtenido resultados similares con un 27,3% de escolares

que necesitan tratamiento ortodéncico.

Desde principios del siglo XIX autores como Joseph Fox, Delabarre,
Marjolin, Kneisel o Carabelli, intentan clasificar las disarmonias faciales con el fin
de poder realizar valoraciones practicas de ellas. (Tabla 1). Debido a que la
oclusion dental se encuentra sujeta a influencias musculares y esqueléticas, su

clasificacion no deja de ser complicada.

No fue hasta 1899 que Edward Hartley Angle * creara una clasificacion lo
suficientemente clara, sencilla y practica como para ser aceptada y utilizada por

la mayoria de ortodoncista, siendo vigente en la actualidad.
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La clasificacion de Angle, valora la relacién que se establece entre los primeros
molares permanentes, solo teniendo en cuenta las desviaciones de la relacién
molar en sentido anteroposterior, obviando elementos tan importante como las
alteraciones en el plano vertical, transversal, asi como anomalias de la denticién
y alteraciones en el macizo craneofacial. Introdujo el término "clase" para
denominar las distintas relaciones mesiodistales de los dientes y dividio las
maloclusiones en tres grandes grupos: Clase I, Clase 1l y Clase Ill. Los métodos
para valorar las maloclusiones en funcién de la disposicién de los dientes en las
arcadas dentarias y de la relacién que se establecen entre ellas, se pueden dividir

en dos grandes grupos: métodos cuantitativos y métodos cualitativos .

Cada pais, cada hospital o cada investigador trata de buscar el indice ideal
que mas se ajuste a sus necesidades, enriqueciendo el material del que
disponemos para medir disarmonias dentofaciales, a la par que se dificulta la

posibilidad de disponer de un indice de aceptacién universal *.

En 1995, Shaw et al ' hacen una clasificacion de los indices de
maloclusiéon en funcién de los objetivos para los cuales se empleen :

1. Indices diagnésticos y de clasificacién.

2. Indices epidemiolégicos

3. Indices para determinar las necesidades de tratamiento.

4. Indices para determinar el éxito de los tratamientos.

5. Indices para determinar la complejidad de los tratamientos.
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1.1.2.1. Valoraciones cualitativas de la maloclusion

En la Tabla 1 se recogen las caracteristicas mas relevantes de los
principales métodos de valoracién cualitativa de la maloclusiéon. Hoy dia, no
tienen mucha utilidad ya que no son métodos objetivos del grado de maloclusién
ni permiten establecer comparaciones entre los distintos individuos o entre grupos
de poblacién. Para poder cuantificar una maloclusién con el fin de valer para
estudios epidemiolégicos de la misma, es preciso aplicar métodos cuantitativos.
La excepcion que confirma la regla es la clasificacién de Angle, que sigue siendo
un método cualitativo aceptado en todo el mundo, se considera una primera
valoracion universalmente aceptada y empleada de las maloclusiones tanto para

odontélogos generales como para especialistas en ortodoncia.
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Autor

Caracteristicas

1899

E.Angle

Valora la relacion que se establece entre los primeros molares
permanentes. Sigue vigente en la actualidad por su gran
sencillez y utilidad. No diferencia entre lado izquierdo vy
derecho y solo tiene en cuenta el plano sagital

1919

Dewey-Anderson

Matiza dentro de la clasificacién de Angle, subtipos en la Clase
[ y Clase Il en base a posicién de incisivos y molares. Muy
popular actualmente

1932

Stallard

Se analiza el estado dental general incluyendo algunos sintomas
de maloclusién que no son definidos de una manera especifica

1944

McCall

Se analiza la relacién molar, mordida cruzada posterior,
mordida cruzada anterior, rotacién incisiva, resalte, mordida
abierta, versiones labiales o linguales, desplazamientos
dentarios y constriccién de arcadas. No hay una definicion clara
de los mismos

1945

Sclare

Se recogen los siguientes aspectos: clase molar de Angle,
constriccion de arcadas con incisivos cruzados o no cruzados,
protrusién superior con incisivos cruzados o no cruzados,
prominencia labial de caninos, desplazamiento lingual de
incisivos, rotaciones, mordidas cruzadas, mordidas abiertas y
sobremordida.

1960

Fisk

Se tiene en cuenta la edad dental del paciente. Se analizan las
relaciones en los tres planos del espacio: anteroposterior,
trasversal y vertical, e incluye medidas adicionales: dientes
incluidos, extracciones terapéuticas, defectos postnatales vy
congénitos, mutilaciones, supernumerarios y agenesias.

1964

Bjork, Krebs, Solow

Basan los registros de maloclusion en definiciones detalladas de
los sintomas. Consta de tres partes: anomalias en denticién,
anomalias oclusales y alteraciones del espacio.

1973

Proffit y Ackerman

No definen los criterios de medida. Analizan cinco campos:
alineamiento, perfil, mordidas cruzadas (plano trasversal),
relacién molar de Angle (plano sagital) y sobremordida (plano
vertical).

1979

WHO/FDI

Cinco grupos de medidas con unas definiciones de los signos y
sintomas apropiadas: anomalias graves, denticién, condiciones
de espacio, oclusion y grado de necesidad de tratamiento.

1981

Kinaan y Bruke

Utilizan cinco medidas de oclusién: resalte, sobremordida,
mordida cruzada posterior, segmentos bucales cruzados o
espaciados y alineamiento del segmento inicial.

Tabla 1. Métodos cualitativos para el estudio de las maloclusiones
(Adaptada de Tang E, Wei S. por Baca et al )
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1.1.2.2. Valoraciones cuantitativas de la maloclusién

La mayoria de los indices cuantitativos surgen en los anos 50 y 60 cuando
la ortodoncia fue incorporada a los servicios de salud publica dental en algunos
paises, ante la necesidad de planificar la provision de tratamiento ortodéncico.
Este es el caso de Dinamarca, Finlandia, Reino Unido, Noruega, Suecia y algunos
estados de los Estados Unidos de América '*'*°.

Casi todos los indices se centran en realizar una valoracién de las
caracteristicas de ambas arcadas de manera individual y en oclusién; de ahi que
en la mayoria de los casos se hable de indices oclusales. En Europa, los indices

oclusales para estimar necesidades de tratamiento se vienen empleando con éxito

desde finales de los afios 80, sobre todo en Reino Unido y paises nérdicos.

Entre los principales indices de maloclusién encontramos el Indice de
Malalineamiento o Malalighment Index (MI) descrito por Vankirk, Pennell en
1959 *'. Es un indice epidemioldgico, basado en el registro de malposiciones
donde cada diente se le asigna un valor entre 0 y 2 en funcién de su grado de

desplazamiento. No es sensible para valorar necesidades de tratamiento.

Draker ** en 1960 desarrolla el indice de necesidad de tratamiento
Handicapping Labiolingual Deviation Index (HLD) o indice de Maloclusion en
sentido labiolingual, el cual valora siete parametros del sector anterior:
desplazamientos, apifamientos, resalte, sobremordida, mordida abierta, mordida
cruzada y erupciones ectopicas. Es el primer indice hasta la fecha que responde a

las necesidades de la salud publica.
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Otro de los indices mas destacados de Estados Unidos, es el indice
Oclusal (Ol) de sus siglas en inglés Occlusal Index, de Summers **, que surge en
1966. En él se evalGan muchas caracteristicas clinicas referentes a los tres planos
del espacio y alteraciones que cursan en el desarrollo de la maloclusion. Tras
obtener una puntuacién global, la maloclusién estudiada puede ser incluida en 5
posibles categorias que van desde "buena oclusién" hasta "maloclusién severa".
Este indice fue disefiado para establecer la necesidad o no de tratamiento
ortodéncico, puede ser empleado en modelos de estudio o directamente sobre el
paciente y tanto en denticién permanente como mixta. Su manejo es realmente
complejo y requiere de mucho tiempo de aplicacién si se compara con otros

indices actuales, de ahi que se encuentre en desuso.

Grainger ** en 1967, desarrolla otro de los indices mds populares que se
conocen, el Indice de Prioridad de Tratamiento (Treatment Priority Index- TPI). Se
valoran once parametros: resalte positivo, resalte negativo, sobremordida,
mordidas abiertas, agenesias de incisivos, relacién molar distal, relacién molar
mesial, mordidas cruzadas posteriores (con los incisivos lingualizados o
vestibulizados) y graves anomalias. A partir de estos parametros define siete
sindromes maloclusivos. Este indice de necesidad de tratamiento necesita de

experiencia y conocimiento del examinador.

En Estados Unidos surgen indices tan novedosos como el propuesto por
Salzmann en 1968 *, el Indice de Valoracién del estado Maloclusivo o

Handicaping Malucclusion Assessment Recor (HMARD). Su propdsito es
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determinar la severidad de la maloclusion y establecer la prioridad de tratamiento
en aquellas maloclusiones que fueran discapacitantes. Se puede aplicar tanto en
modelos de estudio como en pacientes, a través de una exploraciéon directa.
También se registran las alteraciones faciales y del lenguaje. En 1969, fue
reconocida por la Asociaciéon Americana de Ortodoncia (AAO), recomendandola
para estimar las necesidades de tratamiento en la poblacién, pero en 1985 se
retracta de su propuesta y no reconoce actualmente ningln indice como mas
adecuado que los demas para dicho propésito. Puede que fuera debido a su
tiempo de aplicacion, el cual es alto, lo que hace dificil su empleo en grandes
poblaciones. No considera maloclusiones en denticiéon temporal o mixta, tan solo

en permanente.

Cons, Jenny y Kohout desarrollan el Indice de Estética Dental (Dental
Aesthetic Index- DAI) el cual fue comparado en 1996 con el IOTN, pues
aparentemente son muy parecidos, ya que ambos contienen criterios estéticos y
clinicos, aunque se ha demostrado que son bastante diferentes en cuanto al
método de desarrollo, sensibilidad, confiabilidad, validez y en su habilidad para
ordenar prioridades de tratamiento de ortodoncia. EI DAl es un indice
epidemioldgico y de necesidad de tratamiento que estd basado en la puntuacién
que emitieron 2.000 personas sobre 200 fotografias de modelos dentales, que a su
vez representaban la oclusiéon de una poblacién de medio millon de personas.

Estas puntuaciones se relacionaban mediante un modelo matematico con
49 medidas anatomicas de dichos modelos, realizadas por un comité de expertos

de la Universidad de lowa (EEUU). A su vez, este indice, basado en la
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denominada Social Acceptability Scale of Occlusal Conditions (SASOC),
relaciona la apariencia estética de los dientes con posiciones oclusales
determinadas. Este indice se encuentra aceptado a dia de hoy por la

Organizacién Mundial de la Salud (OMS) para las encuestas poblacionales.

En 1989, Brook y Shaw ** desarrollan en Reino Unido el que serd uno de
los indices de necesidad de tratamiento de mayor impacto en Europa, el Indice de
Necesidad de Tratamiento Ortodéncico (Index of Orthodontic Treatment Need-
IOTN). El cual tiene dos componentes, por un lado un componente de salud
dental donde se diferencian cinco grados de necesidad de tratamiento y por otro
un componente estético que refleja las necesidades socio-psicolégicas de
tratamiento, donde el paciente se identifica con una de las diez fotografias de

maloclusiones que se le muestran.

Similar al indice de Necesidad de Tratamiento Ortodéncico (IOTN)

)¥. Es uno de

encontramos el Indice NOTI (Need of Orthodontic Treatment Index
los indices mds actuales empleados para catalogar la necesidad de tratamiento y
es empleado por el Sistema de Seguro Plblico de Noruega desde 1990. Consta de
un solo componente para englobar variables que corresponden con diferentes
anomalias morfoldgicas, funcionales y estéticas. Se pueden tomar datos a través
del examen clinico del paciente, asi como de sus modelos dentales y radiografias,
una vez obtenida una puntuacion total, servira de base para incluir al paciente en

una u otra categoria de necesidad de tratamiento. Serd desarrollado mas

extensamente en las proximas hojas del presente trabajo.
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Por dltimo, en el anos 2000, Daniels et al desarrollan en Reino Unido el
Indice de Complejidad de Resultados y necesidad de tratamiento Ortodéncico
(Index of Complexity, Outcome and Need - ICON). El objetivo de sus creadores
era desarrollar un solo indice capaz de valorar la necesidad y la complejidad del
tratamiento ortodoncico, asi como los resultados y el grado de mejoria obtenidos
tras su realizacién. Con este fin, reunieron a 97 ortodoncistas, los cuales
evaluaron por un lado la necesidad de tratamiento y por otro, compararon una
serie de modelos de estudio después del tratamiento con el fin de juzgar los
resultados y la mejoria obtenidos con el mismo. Se emplearon escalas de 5
puntos de medicion. De este modo surgi6 el ICON, que valora 5 rasgos oclusales
a los cuales se les asigna una puntuacion establecida por el autor, dependiendo
del grado de severidad o normalidad que presenten. Dichas puntuaciones se
multiplican por su correspondiente factor de ponderacién y finalmente, se suman
para obtener una puntuacién final. El indice ICON ha sido validado en la
Universidad de Ohio en lo relativo a su capacidad para medir la necesidad de

tratamiento y los resultados el tratamiento ortodéncico.

A lo largo de los anos, los indices han sido desarrollados para establecer la
necesidad de tratamiento y su finalidad no es otra que priorizar que tratamiento
esta por delante del otro. No es el caso de los indices de severidad de la
maloclusion, cuya finalidad no es buscar una necesidad de tratamiento, sino
desarrollar un método que ayude a catalogar una maloclusiéon dentro de su

severidad.
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Este es el caso de indices como el Indice PAR (Peer Assessment Rating
Index). Surgi6é en Reino Unido y publicado en la Revista Europea de Ortodoncia
de la mano de Richmond et al en 1992. Fue validado en 1995 concluyendo que
puede considerarse como un buen instrumento para determinar la severidad y
dificultad de tratamiento de la maloclusion antes, durante y después del
tratamiento. Es un método rapido, preciso para medir los cambios dentooclusales
a partir de modelos de estudio pre y post tratamiento, asegura uniformidad en la
interpretacion de resultados y es lo suficientemente sensible para ser usado en
investigacion para la recoleccién de datos epidemioldgicos. Ha perdurado hasta
nuestros dias, siendo uno de los mas empleados a dia de hoy en Reino Unido,

serd desarrollado mds extensamente en las proximas lineas.

Por dltimo, dentro de los indices para catalogar la severidad de la
maloclusién encontramos el Indice de discrepancia (Discrepancy Index- DI)
propuesto por el Comité Americano de Ortodoncia (American Board of
Orthodontic), lider mundial en establecer los estindares de excelencia en
ortodoncia y ortopedia dentofacial. Resume a la perfeccion aspectos clinicos del
paciente de una manera cuantificable, objetiva y clara, de tal modo que ayuda a
determinar de una manera sencilla y objetiva la severidad de la maloclusiéon. Se
basa en la observacion y la toma de medidas antes del tratamiento ortodéncico,

incluyendo modelos de estudio, cefalometria y radiografias panoramicas.
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1.1.3. Uso actual de los indices de maloclusion

En la actualidad, de todos los indices mencionados anteriormente, solo
algunos han sido aceptados de manera universal y disfrutan de mayor divulgacién

y uso dada a manejabilidad y validez demostrada.

Los indices mas utilizados son el indice Oclusal (I0) de Summers *, el
Indice de Necesidad de Tratamiento Ortodéncico (IOTN) de Brook y Shaw ** vy el
indice de Evaluacién de Anomalias Oclusales (PAR) de Richmond ?*, indice de
Discrepancia de la ABO (ABO-DI) *°, siendo muy aceptados por la comunidad
odontoldgica.

23

El Indice Oclusal de Summers creado en 1966, es un indice con

caracteristicas claramente epidemiolégicas. Registra nueve caracteristicas
oclusales: edad dental, relacién molar, overbite, overjet, mordida cruzada
posterior, mordida abierta posterior, apifiamiento, relaciéon de lineas medias y
agenesias. Para probar su validez, su validez a lo largo del tiempo y su exactitud
intraexaminador, se utilizador dos fuentes de datos dentofaciales, ambas en forma

de modelos de estudio.
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Por un lado:

1. Muestra 1: Datos transversales derivados de un estudio de salud de la
comunidad de Tecumseh. Muestra formada por 60 modelos de estudio
de distintas maloclusiones, en varias etapas dentales y con edades
comprendidas entre 5 y 14 anos.

2. Muestra 2: Datos seriados derivados del estudio de crecimiento de la
Universidad de Michigan. En esta muestra, cada participante
presentaba modelos de estudio anuales desde los 9 anos hasta los 16.
El rango de edad de 9 a 16 anos fue escogido para cubrir todas las
denticiones tanto mixtas como permanentes. Se conté con un total de

47 participantes (30 nifios y 17 nifias) cumpliendo dichos criterios.

La validez se probé comparando las puntuaciones del 10 de la muestra 1
con un estandar clinico. El estandar clinico se obtuvo gracias a seis jueces que
organizaron los sesenta modelos de la muestra 1. Los seis jueces eran cinco
ortodoncistas miembros de la Facultad de Odontologia de la Universidad de
Michigan (con un promedio de 7 afios de experiencia) y un dentista de salud
publica inscrito en la escuela de Salud Publica de la Universidad de Michigan.
Los modelos de la muestra 1 fueron organizados de acuerdo a los siguientes
criterios : criterios estéticos un 50%, funcién un 35% vy dificultad de tratamiento

15%.
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El coeficiente de concordancia Kendal, fue utilizado para establecer la
concordancia entre los jueces, el resultado fue W= 0,881, estadisticamente
significativo (p<0,001), es decir, los jueces estaban aplicando los mismos criterios
clinicos para clasificar los modelos con una alta concordancia en los resultados,
de ahi que se pueda considerar dicha herramienta como estandar.
Posteriormente, pasado un tiempo los mismos jueces volvieron a analizar los 60
modelos de estudio aplicando los mismos criterios y se obtuvo una correlacion
intraexaminador muy alta, con un coeficiente de correlacién de Spearman de

0,903.

Después de analizar los modelos de estudio con el 10, las puntuaciones se
ordenaron en funcién de los valores obtenidos. El coeficiente de correlacion de
Spearman se empled para establecer la relacién entre los resultados del Ol y los
resultados del andlisis clinico estandar. La correlacién entre los resultados del
analisis clinico estandar y los resultados del 10 fue de r=0,920, como se puede
observar en el diagrama de dispersion (Fig.1) las dos lineas que corresponden a
ambos andlisis de oclusion, ambas paralelas y separadas diez unidades de la linea
central, lo cual denota una desviaciéon arbitraria de tolerancia, el 85% de los
resultados de las muestras se encuentran dentro de las lineas de tolerancia y

denotan la cantidad de fuerza de la relacion.
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Fig.1. Relaci6n entre puntuacién obtenida con el indice estandar clinico y el indice
Oclusal (10)

Se probé ademads la validez del indice a lo largo del tiempo (Fig.2),
haciendo un promedio de las puntuaciones del indice oclusal en los modelos de
estudio de la muestra 2 y observando cualquier cambio en las puntuaciones del
indice durante el tiempo. Se considera un indice valido a lo largo del tiempo a

aquel que es capaz de mantener una puntuacion constante del indice analizado.
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Fig.2. Promedio de puntuaciones obtenidas con el 10, en funcién de la edad y el
género, de 30 pacientes masculinos y 17 pacientes femeninos.
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La concordancia intraexaminador fue probada mediante el re- examen de
los modelos de la muestra 1 mediante el indice oclusal un mes después de la
toma de medidas inicial. Se volvieron a ordenar las puntuaciones en base a los
valores crecientes y se compararon los primeros valores obtenidos con los de la
segunda puntuacion, mediante el coeficiente de correlaciéon de rango de
Spearman, obteniendo una alta concordancia intraexaminador para el indice

oclusal (r=0,963).

Por dltimo, los jueces interpretaron las puntuaciones obtenidas
estableciendo rangos para el indice oclusal, en base a los sesenta modelos
analizados. Los jueces no siguieron ninguna clasificacion, simplemente se
guiaron por los siguientes aspectos (Tabla 2):

- Buena oclusién: Sin evidencias de alteraciones oclusales.

- No tratamiento: Ligera desviacion en la oclusién pero sin
indicacién de tratamiento.

- Tratamiento menor: Desviaciones pequefas en la oclusién que
pueden ser resueltas con tratamientos simples.

- Tratamiento seguro: Desviaciones mayores de la oclusién que
llevan consigo un tratamiento mayor.

- Mala oclusion: Desviaciones grandes de la oclusién con alta
desfiguracion del paciente y que probablemente se establecera
como paciente prioritario de tratamiento.

En base a estos criterios, las puntuaciones del indice oclusal quedaron segin al

Tabla 2.
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Clase Rango sugerido por el 10 segin las
puntuaciones de cada clase
Buena oclusién 0,0a2,5
No tratamiento 2,6a4,5
Tratamiento menor 46a7,0
Tratamiento seguro 7,0a11,0
Mala oclusién 11,1 a 16,0

Tabla 2. Relacién del tipo de sujeto con la puntuacién obtenida del indice oclusal

El Indice de Necesidades de Tratamiento Ortodéncico (IOTN) de Book y

Shaw *® creado en Europa en 1989, tenia como intencion principal desarrollar y
validar un indice de ortodoncia valido y reproducible para establecer prioridades

de tratamiento.

Como criterios importantes destacar que analiza por separado:
e Pardmetros para una buena salud dental y funcional.

* La discapacidad estética.

Con estos criterios en mente y usando el Indice de prioridad de tratamiento

de la Academia Sueca Dental (Linder-Aronson, 1974), se establecen los cinco

grados de severidad de la maloclusién (Tabla 3).
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Grado 5

Muy avanzado

- Defectos de labio leporino/paladar hendido

- Aumento del resalte > 9 mm

- Resalte invertido >3,5 mm con dificultad masticatoria y de lenguaje
- Dientes retenidos por graves apifiamientos, dientes supernumerarios.
- Hipodoncia generalizada; con mas de un diente ausente por
cuadrante.

Grado 4

Avanzado

- Aumento del resalte > 6 mm pero <9 mm

- Resalte invertido de 3,5 mm sin dificultad masticatoria ni fonatoria.
- Resalte invertido de T mm o <3,5 mm con dificultad masticatoria y
fonatoria.

- Mordida cruzada posterior o anterior mayor a 2 mm.

- Mordida cruzada posterior lingual sin contactos oclusales en uno o
varios segmentos bucales.

- Desplazamientos graves de > 4 mm

- Mordida abierta lateral o anterior >4mm.

- Sobremordida muy profunda que produce dafios en tejidos blandos.
- Paciente referido por compaferos por periodoncia, restauraciones o
problemas de la ATM

- Hipodoncia menos extendida con necesidad de restauraciones
posteriores

Grado 3

Moderado

- Aumento del resalte por encima de 3,5 mm pero menos de 6 mm con
incompetencia labial.

- Resalte invertido <3,5 mm y >Tmm.

- Aumento de la sobremordida pero sin trauma de tejidos blandos.

- Mordida abierta anterior o posterior con <2 mm de resalte de
intercuspidacion.

- Desplazamientos de dientes >2 mm.

Grado 2

Leve

- Aumento de resalte >3,5 mm y <6 mm con competencia labial.
- Resalte invertido <1 mm.

-Aumento de sobremordida >3,5 mm sin contacto gingival.

- Mordida cruzada anterior/posterior <1 mm

-Mordida abierta anterior o lateral <2 mm.

- Oclusién normal sin grandes complicaciones.

- Desplazamientos de dientes <1 mm.

Grado 1

Nada

Variaciones en la oclusiéon < 1T mm.

Tabla 3. indice de Necesidad de Tratamiento Ortodéncico para uso en pacientes
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Para el analisis del componente estético dentro del ITON se emplea la
escala de SCAN (Standardized Continuum of Aesthetic Need), la cual fue
desarrollada a partir de 1.000 fotografias de nifos de 12 afios y 6 jueces sin
conocimientos dentales, los cuales analizaron las fotografias y catalogaron en 10

grupos en base a la apariencia mas o menos atractiva.

Para validar el test, se usaron 222 pacientes referidos de un centro de
ortodoncia, los cuales fueron examinados con buena luz y en ocasiones con
radiografias. Se emplearon los dos componentes del indice y se les pidi6 también
una valoracién personal a cada uno de ellos dando una puntuacién propia dentro

de la escala de estética.

Para comprobar la concordancia intraexaminador se analizé por parte de
cada uno de los analizadores dos veces cada uno de los 67 casos, en dos
ocasiones con una semana de diferencia. El Indice de Kappa fue de 0,837,
condicién ideal intraexaminador, de un total de 118 retest, hubieron 14 errores y

todos de la mano de un solo grado de diferencia.

Para comprobar la concordancia interexaminador, un segundo examinador
evaluaba 72 pacientes independientemente del primer examinador. El Indice de
Kappa fue de 0,731-0,797, casi perfecto, del total, hubieron 21 casos de 154

medidas que no coincidieron por un par de grados de diferencia.
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Para establecer la correlacién que existia entre el paciente (P1 y P2) y los
dos examinadores (PB1 Y PB2: Examinador 1 y WCS: Examinador 2) en la escala
SCAN, se aplico6 el indice de correlacién de Pearson (Tabla 4). La correlacién
entre ortodoncistas fue muy elevada (r=0,71 y 0,73), las puntuaciones obtenidas

eran menores a las de Evan y Shaw en 1987.

Referred Population

PB2 Pl P2 wCS

PBI 0.87 0.50 0.36 0.71
(72) (82) (72) (82)

PB2 0.45 0.40 0.73
(72) (72) (72)

Pl 0.67 0.37
(72) (82)

P2 0.29
(72

Tabla 4. Coeficiente de correlacion de Pearson para escala SCAN.

Para simular el uso del indice en un programa de prevencion, se
analizaron 333 pacientes de entre 11 y 12 afos de un colegio, con luz, espejos y
regla milimetrada. Se aplicaron ambos indices y se le pidi6 al paciente que se
diera una valoracion en la escala SCAN para su atractivo dental. De todos los

ninos analizados, el 17,4% (58 nifos) necesitaban tratamiento ortodéncico.

Los 222 pacientes analizados en condiciones ideales y los 333 pacientes
analizados en el colegio, fueron ordenados en base a los grados de prioridad de
tratamiento del indice ITON obteniéndose los resultados de la Tabla 5. Los

resultados de la escala SCAN se encuentran reflejados en la Tabla 6.
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Dental  Referred population School population
health
grade Numbers Percentage Numbers Percentage

Grade 1 1 0.5 24 7.2
Grade2 11 54 93 279
Grade3 40 19.7 107 32.1
Graded4 112 55.2 92 27.6
Grade5 39 19.2 17 5.1
Total 203 100.0 333 100.0

Tabla 5. Distribucién de los grados del indice IOTN

Mientras que los resultados obtenidos en el componente SCAN fueron
razonablemente altos para la encuesta escolar, donde muchos escolares
considerados con apariencia dental atractiva , los resultados en la poblacién de
referencia fueron de puntuaciones mas altas, lo que se traduce en que muchos
pacientes de la poblacién de referencia se consideraban con apariencia dental

poco atractiva. (Tabla 6)

Referred Population School Population

SCAN

rating Numbers Percentage Numbers Percentage
0.5 0 0.0 16 48
1.0 2 1.0 54 16.2
1.5 19 94 65 19.5
2.0 17 84 59 17.7
25 28 13.8 62 18.6
3.0 33 16.3 33 99
35 39 19.2 26 78
4.0 48 23.6 12 3.6
4.5 8 39 5 1.5
5.0 8 39 | 0.3
Total 202 100.0 333 100.0

Tabla 6. Resultados de la escala SCAN de la poblacién de referencia y la escolar
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El indice IOTN presenta con respecto al resto de indices la novedad de
incorporar un indicador socio psicolégico de necesidades de tratamiento. Se trata
de un indice facil y rapido de usar con una reproductibilidad aceptable, de ahfi
que se emplee en numerosos estudios epidemioldgicos en diferentes grupos de

poblacién.

El indice de Evaluacién de Anomalias Oclusales (PAR) de Richmond 2

tiene como finalidad dar una puntuaciéon a cada anomalia que conforma una
maloclusion para posteriormente ser sumada y obtener una puntuacién total para
catalogar cada caso segiin la maloclusién. A la hora de evaluar la evolucion de
un caso tratado con ortodoncia, se suele aplicar el indice PAR previo al
tratamiento y posterior al tratamiento comparando y analizando la evolucién que

ha llevado el caso.

Los componentes que se analizan en el indice PAR son:

- Segmento superior derecho.
- Segmento superior anterior.

- Segmento superior izquierdo.
- Segmento inferior derecho.

- Segmento inferior anterior.

- Segmento inferior izquierdo.
- Oclusion bucal derecha.

- Overjet.

- Overbite.

- Lineas medias.

- Oclusion bucal izquierda.
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Para hacer todas las mediciones mds faciles, se disend una regla
milimetrada de medicion PAR, de tal manera que todas las medidas son tomadas

de forma mds rapida.

Para poder establecer la correlacion entre examinadores del Indice PAR, se
tomé un caso y fue examinado por cuatro examinadores (dos ortodoncistas
cualificados y dos estudiantes de postgrado) los cuales fueron entrenados para el

uso del indice PAR con los mismos criterios.

Para demostrar la concordancia entre examinadores, se cogieron 38 casos
aleatoriamente de una muestra de 2.000 pacientes tratados y sin tratar con
ortodoncia. Los modelos de estudio fueron medidos en dos ocasiones por cada
uno de los cuatro examinadores, con 8 semanas de tiempo de diferencia entre
uno y otro, el célculo de las medidas se llevé a cabo con el indice de correlacion
intraclase. Se calcularon por separado las estadisticas de cada uno de los
examinadores y posteriormente como grupo. Como se puede apreciar en la
Tabla 7, se establecieron coeficientes de correlacion intraexaminador con un
R>0,95 lo que muestra una excelente correlacién intraexaminador y con un

R=0,91 entre examinadores.

Intra-examiner Inter-examiner

Component 1 2 3 4

Upper right 0.88 0.92 093 0.90 0.76
Upper anterior 0.94 0.98 0.98 0.95 0.90
Upper left 0.84 0.87 0.84 0.87 0.76
Lower right 093 0.95 0.93 0.92 0.87
Lower anterior 0.83 0.96 0.97 0.91 0.87
Lower left 0.96 0.97 091 0.86 0.84
Right buccal occlusion 0.79 0.89 0.87 0.89 0.75
Overjet 0.95 0.99 0.87 0.94 0.91
Overbite 0.74 1.00 0.82 0.89 0.77
Centreline 0.76 0.89 0.90 0.83 0.81
Left buccal occlusion 0.83 0.91 0.96 0.77 0.75
Total score 0.96 0.98 0.96 0.95 0.91
Lower 95 per cent confidence limit 0.94 0.97 0.94 0.93 0.87

Tabla 7. Ejercicio de calibracion: Coeficiente de correlacién intraclase para los cuatro

examinadores. Intra e inter examinador.
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Se realizé un andlisis de varianza para detectar diferencias entre los cuatro
examinadores. Por lo general el indice PAR indica un excelente acuerdo intra e

interexaminador.

La validacion de un indice implica investigar y comprobar si el indice
seleccionado, mide lo que pretende medir. Para la validacién del indice PAR, en
primer lugar se compara la medida de la maloclusién tanto con el indice a validar
como con un indice subjetivo de opinion dental. Los examinadores fueron 74
dentistas invitados a participar, de distintos ambitos de la ortodoncia. A cada uno
de los examinadores se le pidi6 analizar una muestra representativa de modelos
de estudio y dar una puntuacién del 0 al 9 en base al tipo de maloclusiéon y
cuanto ésta se desviaba de una oclusion ideal (Fig.3). En este caso, la muestra
estaba formada por 64 modelos de estudio recopilados de :

- Casos no aprobados previamente por la Dental Practice Board.

- Casos aprobados por la Dental Practice Board.

- Casos tratados en el hospital dental de Manchester y Bristol.

- Casos no tratados de un estudio de 1.000 ninos de un colegio de

Cardiff (Shaw et al, 1984)

" None Slight Moderate Great Very great

0 1 2 3 4 s - 6 7 8

Fig.3. Escala de nueve puntos para evaluar la desviacién de la norma
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Estos casos fueron divididos en 4 grupos con 40 modelos de estudio cada
uno pre y post tratamiento, ademas de 16 casos que fueron aleatoriamente
seleccionados de los cuatro grupos y duplicados para poder ser anadidos a cada
grupo y permitir al examinador realizar evaluaciones de confianza. 272 modelos
de estudio fueron examinados, para reducir el sesgo de orden, se disefiaron
cuatro secuencias para el andlisis de cada modelo (Tabla 8.) Se organizaron

descansos frecuentes para reducir la fatiga.

Session
Ist 2nd 3rd 4th Sth
Time 9.30-10.15 10.30-11.45 12.00-13.15 14.00-15.15 15.30-16.45

Number of models

32 pairs 40 40 40 40
Booklet | B Al1-40 A41-80 B1-40 B41-80
Booklet 2 D C1-40 C41-80 DI1-40 D41-80
Booklet 3 C B41-80 BI-40 C40-80 C1-40
Booklet 4 A D41-80 DI1-40 A41-80 Al-40

Tabla 8. Diseno del estudio de validacion

Una vez analizados todos los datos, se registraron en una tabla para
observar la opinion de la ortodoncia contemporanea. Tras establecer
comparaciones, se vio que existen parametros que muestran un consenso en la
opinién, mientras que otros componentes del indice PAR no se incluyeron en el

estudio pues carecian de poder predictivo.

53



Como conclusion, el indice PAR proporciona un buen resumen de todos
los aspectos que dan lugar a una maloclusién, sea cual sea el tipo, la modalidad
de tratamiento vy si requiere de extracciones o no. La puntuacion obtenida estima
cuanto es la desviacion con respecto a la normal y si es registrada pre y post
tratamiento, refleja el grado de mejoria del caso tras ortodoncia. Se demostr6é una

muy buena concordancia entre los cuatro examinadores .

La ABO (American Board of Orthodontics) considerada el maximo rector
en el campo de la ortodoncia en Norteamérica, ve como principal inconveniente
de los indices anteriormente mencionados una evaluacién que puede estar
sesgada por criterios subjetivos de los examinadores o profesionales encargados
de aplicarlos, por lo que no son indices confiables y no pueden ser aplicados en
todos los casos. Por esta razon, esta entidad decidié implementar un método con
criterios de evaluacion medibles bajo unos parametros especificos, que fueran
facilmente aplicables a todos los tratamientos, logrando una forma unificada y

valida para evaluar un tratamiento, de ahi naci6 el Indice de Discrepancia (ID).

Fue desarrollado en 1998 y disenado para establecer la severidad de la
maloclusiéon de un caso. En 1999 se llevé a cabo el primer estudio piloto del ID
analizando 100 casos de aplicantes a candidatos por dos directores de la ABO,
tras el andlisis de estos casos, el ID fue modificado y probado en examenes

sucesivos de los afos 2000, 2001, 2002 y 2003.
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Se escogieron los aspectos clinicos mas relevantes en la maloclusién
mediante modelos de estudio, cefalometria y ortopantomografia. El ID-ABO mide
12 puntos clave como son el resalte, la sobremordida, la mordida abierta anterior,
la mordida abierta lateral, apifamiento, relacion oclusal, mordida cruzada
posterior lingual, mordida cruzada posterior bucal, y pardmetros cefalométricos
como son el ANB, SN-Plano Mandibular y la relacion del incisivo inferior con su
base 6sea (IMPA), ademds de un apartado adicional que recibe el nombre de
"otros", donde se analizan otras condiciones que afectan o affaden complejidad al

tratamiento.

Para su analisis, se usan modelos de estudio, los cuales deben estar bien
zocalados y en oclusién, asi es como se llevardn a cabo las medidas de todos los
parametros. Cada uno de los pardmetros presenta distintos rangos con una
puntuacion por cada uno de ellos, la suma de todos las puntuaciones de los
diferentes parametros dara consigo la puntuacion final del indice de discrepancia,
englobandose por lo tanto cada caso dentro de una clasificaciéon de la

maloclusion. (Tabla 9)

DIFICULTAD PUNTUACION TOTAL ID
Dificultad baja Entre O y 7 puntos
Dificultad moderada-baja Entre 8 y 15 puntos
Dificultad moderada-alta Entre 16 y 25 puntos
Dificultad alta Mas de 26 puntos

Tabla 9. Clasificacion de la severidad de la maloclusion en base a la puntuacion total del ID.
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Las medidas del ID se toman con rapidez y de forma sencilla, como
conclusiones del indice de discrepancia destacar que se trata de un indice de
valoracion de la severidad de la maloclusién y no un indice de prioridad de

tratamiento.

1.1.4. Indices de maloclusién en denticién temporal

Existen pocos indices para predecir el desarrollo de la arcada dental
aplicados en denticiéon temporal lo que dificulta el diagnéstico de maloclusiones

a temprana edad.

Existe una gran variedad en la forma y tamano de los arcos dentales, de
acuerdo a la raza, el sexo y las medidas craneofaciales de cada individuo, lo que
determina variaciones en la disposicion de las arcadas dentarias . La adecuada
morfologia de los arcos dentarios en denticion decidua, establece el tamano y la

forma que va a tener en la denticiéon permanente.

En la denticion temporal varian las arcadas dentales en tamafo, posicion y
forma, permitiendo una amplia variedad de relaciones oclusales en los planos
sagital (planos terminales rectos, escalones distales y escalones mesiales), vertical
(mordidas profundas y mordidas abiertas) y transversal (mordidas cruzadas y en

tijera) cuya repercusion, en la arcada permanente, es definitiva *°.
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Baume '

realiz6 estudio exhaustivo de los llamados "espacios de
crecimiento", conocidos por él como "espacios fisiolégicos", estableciendo que

existen dos tipos de disposicion de los dientes primarios, por un lado disposicién

tipo | o espaciada y por lado disposicion tipo Il o cerrada.

En este estudio, los arcos primarios sin espacios, presentaban 1,5 mm mds
de estrechez que aquellos que presentaban espacios. Evidentemente, la ausencia
de espacios no siempre se debié solo a una anchura mayor de los dientes
anteriores primarios sino también a la falta de crecimiento alveolar o a una
combinacion de ambos. Es por ello que la mayoria de los pacientes tipo | o

espaciados, posteriormente desarrollaban en una Clase | de Angle.

Los espacios primate también fueron estudiados en el estudio de Baume,
como espacios frecuentes en la denticién, en el caso de la arcada superior a
mesial del canino temporal y en la arcada inferior a distal del canino temporal.

(Fig.4)

MTomes

Fig.4. Espacios primate arcada superior e inferior en denticién temporal
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Una vez completada la erupcién de los dientes primarios, no aparecieron
espaciamientos fisiolégicos. No hubo ningln incremento del espacio interdental
en aquellos arcos tipo | o espaciados y aparicion de nuevos espacios en los arcos
tipo Il o cerrados. Este dato se respalda con el estudio de Clinch ** donde se
confirma que no se observé ni un caso en el cual el espaciado se desarrollase

después de la erupcién completa de todos los dientes primarios.

a. Plano transversal

Baume establece la distancia intercanina como la distancia en linea recta
desde el margen cervical de un canino al contralateral. En su estudio reporté que
el ancho de los caninos dentarios no sufre cambios entre los 3 y 6 anos de edad.
Normalmente dicha distancia debe ser suficiente para que se coloquen los cuatro
incisivos permanentes en el arco. Durante la emergencia de los incisivos
superiores e inferiores permanentes, incrementa 3 mm y tanto la mandibula como
el maxilar se ensanchan por el crecimiento posterior *.
Sillman ** destaca un incremento temprano entre el nacimiento y los dos afios de
edad de aproximadamente 2 mm en el maxilar y 3,5 mm en la mandibula. Cifras

similares fueron descritas en estudios de Bishara y cols .

Por otro lado la compresion molar es clave para establecer mordidas

cruzadas posterior unilaterales o bilaterales, las cuales son urgencias de

tratamiento en ortodoncia.
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El perimetro del arco dental puede verse alterado por la presencia de caries
dental interproximal. Por lo tanto, si se va a realizar un estudio sobre este aspecto
en nifos con denticién temporal completa, deben tener una denticion totalmente

sana.

b. Plano sagital

La longitud o profundidad de arco disminuye desde los 2 anos y medio de
edad (cuando hacen erupcién los dientes primarios) hasta los 6 anos cuando
erupcionan los primeros molares permanentes; por la migracién mesial de los
segundos molares primarios, siendo mas notoria en el arco inferior que en el
superior, por la acentuada migracion mesial del primer molar permanente al
buscar una posiciéon mas adelantada en relacién con el superior y ocluir en una
relacién normal °.

En este sentido se realizaron estudios de importancia como el de Baume '
en 60 nifios por un periodo de 8 anos de evolucién para registrar el curso
biogenético de la denticién primaria y el desarrollo de los dientes sucesores en
crecimiento. Entre las conclusiones destacar que aproximadamente desde los 4
anos de edad hasta la erupcion de molares permanentes, las dimensiones
sagitales de los arcos dentales superiores e inferiores permanecen sin cambios,
puede ocurrir después de su erupcién una leve disminucion de la longitud de los

arcos como resultado de la migracién mesial de los segundos molares primarios.
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El plano terminal, se establece con fines de clasificar una oclusiéon el a
denticion primaria, se utiliza la referencia de los planos terminales (relacién
anteroposterior), lo cual podriamos definir como la relacién mesiodistal entre las
superficies distales de los segundos molares primarios superior e inferior cuando

los dientes primarios contactan en relacion céntrica (Fig. 5)

Fig.5. Esquemas de los tres tipos de planos terminales. A) Plano terminal recto, B)

Escalon mesial, C) Escalon distal

En la denticiéon primaria, cada diente del arco dentario superior debe
ocluir, en sentido mesiodistal, con el respectivo inferior, a excepcién del incisivo
central superior y los segundos molares superiores que lo hacen con los segundos

molares inferiores.

En la relacién canina temporal la cuispide del canino superior ocluye

sagitalmente a nivel del punto de contacto entre el canino y el primer molar

inferior.
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Se consideran tres tipos de planos terminales *':

- Plano vertical recto: La superficie distal de los dientes superiores e
inferiores esta nivelada, por lo tanto, situada en el mismo plano vertical
Fig.5A.

- Escalén mesial : La superficie distal de los molares inferiores es mas
mesial que el superior. Fig. 5B. La presencia de un escal6n mesial en la
denticién primaria indica grandes probabilidades para desarrollar una
relacién molar de Clase | y menos para el resultado en una Clase II.

- Escalén distal: La superficie distal de los molares inferiores es mas distal
de los superiores. Fig.5C. Por lo general un escalon distal largo,

evoluciona a una relacion molar de Clase Il.

El brote de crecimiento mandibular es fundamental para que se establezca
una relacion molar de Clase I. Si la mandibula no se adelanta, antes de la
erupcion, el primer contacto oclusal puede establecerse en relacion de Clase II;
influye aqui tano el patrén y ritmo de crecimiento mandibular como la presencia
de habitos (respiracion, succion), que promueven el adelantamiento del maxilar

superior o retrasan el desarrollo de la mandibula *.
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c. Plano vertical
Normalmente los incisivos primarios son casi perpendiculares al plano
oclusal con una ligera sobremordida. Se puede considerar como normal y la mas
comun, cuando los incisivos superiores cubren un tercio de la corona de los
inferiores. Si inmediatamente después de erupcionados todos los dientes se
observa que la sobremordida es excesiva, deben sospecharse alteraciones en la
relacion vertical del esqueleto facial. Los incisivos estan mds verticalizados en su

implantacion sobre la base maxilar y el angulo interincisal es mas abierto (Fig. 6).

Fig.6. Angulo interincisivo en denticién permanente y decidua

El grado de sobremordida en la denticién primaria parece ser uno de los
factores determinantes en la formacién de la sobremordida en la denticién
permanente. Si es severa en la denticion primaria, el pronéstico definitivamente
es desfavorable, mientras que si es leve, generalmente va seguida por una algo

incrementada en la denticién mixta.
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El conjunto de caracteres morfolégicos y funcionales que determinan la
direcciéon de crecimiento y comportamiento funcional e la cara, esta influenciado
por transmision hereditaria y factores ambientales *°, entre los que se destacan la
alimentaciéon que influye en la talla y el peso y por ende, en el desarrollo de las

estructuras faciales.

Realizar un correcto diagndstico nos ayudara a identificar aquellos
problemas que son susceptibles de ser tratados en una etapa temprana vy
diferenciarlos de aquellos que , por su complejidad y falta de prediccion,

necesiten un tratamiento correctivo mas tardio.

En todo tratamiento interceptivo, hay que analizar la situacién desde un
punto de vista dentario y por otro lado esquelético, dentro de las tres dimensiones
del espacio, dando lugar a los problemas transversales, verticales y sagitales en
ese orden, pues es de esta forma como cominmente se clasifican y jerarquizan

para su posterior tratamiento.

Se concluye que no existen claros indices de maloclusiéon en denticién
temporal para determinar la severidad de la maloclusién, y por eso nos vemos en
la necesidad de crear un indice que se refleje las variables clinicas que
intervienen maloclusién temprana y su influencia en el desarrollo de una

maloclusién grave con graves consecuencias en la denticién adulta.
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Como resumen de las caracteristicas normales en denticion temporal, no
es raro encontrar casos en que con el crecimiento del nifo, pueden ocurrir tantos
cambios y una biprotrusion maxilar desaparece o se camufla con un aspecto
agradable de la cara cuando esta termina de crecer sin hacer ningln tratamiento.
Hay que tener en cuenta que el nifio no es una unidad fija en un estadio, es un
organismo que estd continuamente cambiando, sus partes crecen a ritmos

diferentes en el tiempo y muy pocas veces obedecen a leyes estadisticas.

En general una denticién primaria normal permite al profesional ser mas
alentador sobre una denticién mixta y adulta en desarrollo. Los signos normales
que deben ser observados en una denticion primaria son dientes anteriores
separados, espacios primates, leve sobremordida y resalte, plano terminal recto,
relaciéon canina de Clase I, inclinacion casi vertical de los dientes anteriores y
forma ovoide de los arcos. Todo lo que difiera de lo anterior, dara como

consecuencia alteraciones en la evolucion de la oclusion definitiva.
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1.2.  OSTEOGENESIS IMPERFECTA
1.2.1. Definicion, epidemiologia y etiologia

La Osteogénesis Imperfecta (Ol) es una enfermedad genética que se
caracteriza por una reduccion de la masa 6sea (osteopenia) con fragilidad 6sea
asociada, es por ello que se conoce como la enfermedad de “los huesos de

cristal” debido a la tendencia a la fractura.

Se encuentra englobada dentro de las displasias esqueléticas y a pesar de
su baja incidencia de 1:15.000 a 1:20.000 recién nacidos, esta catalogada dentro
del grupo de enfermedades raras. Solamente el 0,008% de la poblacién mundial
esta afectada por la Ol, en todo el mundo, afectando por igual al sexo y a toda las

razas independientemente del género.

El nimero de afectados en nuestro pais es desconocido, dado que muchos
de ellos desconocen padecer la enfermedad, al tener una sintomatologia leve, por
este motivo la cifra de 2.700 que se baraja en algunas publicaciones no es real.
Ninguna de las dos Asociaciones Espanolas de Ol (AHUCE y AMOI) poseen un
registro del total de afectados de ahi la dificultad para poder aproximarnos al
ndmero total de casos *’.

En el 90% de los pacientes, la enfermedad estd causada por una mutacion
en cualquiera de los dos genes que codifican el colageno tipo 1 (COLTAT en el

cromosoma 17 y COL1A2 en el cromosoma 7).
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Las mutaciones en genes como el CRTAP y LEPRET, son mds comunes en
las formas recesivas de la osteogénesis imperfecta.

El sindrome de Ol comprende un conjunto de enfermedades producidas
por un desorden heterogéneo del tejido conectivo, con caracter hereditario que
afecta a la produccién de coldgeno, principalmente del tipo 1. Estos desordenes
incluyen: anomalias en la estructura o cantidad de coldgeno, asi como
modificaciones postranscripcionales bien del plegamiento, del transporte
intracelular o de su incorporacion en la matriz ésea. Por lo tanto un hueso con
osteogénesis imperfecta, presenta una cortical mas fina que un hueso normal
debido a la lenta formacion periostal. El trabeculado éseo se encuentra reducido
en nimero y es anormalmente fino. A pesar de que los osteoblastos producen
menos cantidad de hueso de lo normal, la tasa global de formacién 6sea en la
zona trabecular se encuentra aumentada. Aln asi, este incremento no se traduce
en una buena masa de trabeculado 6seo debido a que la tasa de reabsorcién 6sea

se encuentra también aumentada. (Fig.7)
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Fig.7. Resumen histologico de un hueso con Osteogénesis Imperfecta
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La mayoria de los casos de OI (90%) se originan por mutaciones
heterocigotas (descritas mas de 1.500) bien autosémico dominantes (AD) o bien
de novo, en uno de los dos genes que codifican las cadenas pépticas de pro-
coldgeno | (COLTAT Y COL1A2). Las anomalias genéticas mas frecuentes
encontradas en la OI-AD son mutaciones puntuales que afectan al residuo de
glicina produciendo alteraciones en la estructura o en la cantidad de colageno
tipo 1, con un fenotiopo esquelético y clinico que va desde subclinico a letal,
dependiendo de la cadena que se vea afectada, en qué posicién de la triple hélice
se produce la sustitucién y del aminoacido que sustituye a la glicina. Las
mutaciones que crean un codon de parada prematuro en el COLTAT en la

mayoria de los casos se corresponden fenotipicamente con la Ol Tipo | *°.

Recientemente Semler y et al han hallado una mutacién recurrente en
IFITM5 *° en unas pocas familias con herencia dominante, lo que ha puesto de
manifiesto que, excepcionalmente, este modo de transmisién de la enfermedad

también puede ser causado por defectos en genes distintos a COLA172.

Los restantes casos de Ol (10%) son autosémico- recesivos (A-R) y se

caracterizan por una elevada heterogeneidad genética.
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1.2.2. Diagnéstico y Clasificacion

El diagndstico clinico de Ol se basa principalmente en los siguientes signos

y sintomas **!

Fragilidad y deformidades 6seas (en extremidades superiores, inferiores,

columna, pecho y crdneo) con tendencia a la fractura.

* Hiperlaxitud de los ligamentos y de la piel.

* Sordera progresiva, que habitualmente comienza entre segunda y la
cuarta década.

* Escleréticas azules o grises.

* Dentinogénesis imperfecta y otras manifestaciones orales.

El diagndstico de Ol es sencillo en individuos con antecedentes familiares
o en aquellos en los que estan presentes los hallazgos tipicos de la enfermedad,
pero puede resultar dificil si en la familia no hay ningiin miembro afectado y
cuando la fragilidad 6sea no estd asociada con anomalias esqueléticas obvias. El
problema reside en el hecho de que no hay un acuerdo entre los criterios
minimos para establecer el diagnéstico en esta enfermedad. En estas situaciones,
cabe realizar un estudio genético, que puede detectar el 90% de las mutaciones
en el colageno tipo I. Asi pues, un resultado positivo en este andlisis confirma el
diagnostico de Ol, sin embargo, un resultado negativo, puede deberse a que el

andlisis no haya detectado la mutacién *.
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La primitiva clasificacion de Sillence ** (1979) dividida la Ol en 4 tipos en
base a criterios clinicos, radiograficos y genéticos, siendo el grupo IV el que
presentaba mayor diversidad clinica. Aunque los criterios de Sillence fueron
propuestos antes de que se identificasen los defectos del colageno, todavia siguen
siendo dtiles cuando se adaptan a los nuevos conocimientos respecto a los
defectos genéticos y a las distintas histomorfometrias. Sin embargo, los pacientes
no siempre encajaban en un grupo determinado de Sillence, por otra parte la
histologia 6sea puso de manifiesto que pacientes con presentacién clinica similar,
podian presentar cambios muy diferentes en la organizacién del tejido 6seo lo
que llevé a Glorieux et al. a la definicién de 2 tipos nuevos de Ol (V Y VI),
basdndose en sus distintas caracteristicas clinicas e histolégicas y que
previamente se habian incluido en el grupo IV de Sillence **, a lo largo de los
anos se han descrito tipos de Ol en base a mutaciones de diferentes genes, es por
ello que en 2010, Van Dijk et al. efectdan una revisién de la clasificacion de OI
y concluyen que si a cada nuevo gen que se va descubriendo, relacionado con la
Ol, se le asociase un nuevo tipo de Ol, se crearia una clasificacién ilimitada,
basada en el gen afectado y no en las caracteristicas clinicas del paciente, por lo
que proponen modificar la clasificacién, mencionando el gen causal y el cuadro

clinico.
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Cada vez mas se tiende por diferentes investigadores de esta enfermedad, a
referirse a ella como "Sindrome de Osteogénesis Imperfecta" caracterizado: baja
masa o6sea, fragilidad 6sea y amplio espectro en cuanto a su gravedad clinica :
desde sujetos con huesos casi rectos y muy pocas fracturas a otros con multiples

% serfa la base para

fracturas incluso intradtero. Esta amplia variedad clinica
clasificar a estos pacientes en leves, moderados y graves, dado que muchas veces,
es dificil incluirlos en un tipo determinado de los descritos por Sillence ** (Tabla
10) bien porque tienen sintomas de tipos diferentes o bien porque su afectacion

clinica es diferente atin dentro del mismo tipo de Ol, incluso dentro de una

misma familia.

TIPOS | 1l 1 v
Herencia AD AR/AD AR AD
Inicio Variable RN RN Tardio
Escleras Azul Azul Normal Normal
Fracturas ++ ++++ +++ +
Osteoporosis +++ + + +++
Deformidades + ++ +H++ +
Sordera Tardia - Rara No
Evolucion Leve Letal Progresiva Leve
Subtipos 1A B IVA VB
Dentinogénesis - ++ - +

Tabla 10. Clasificacion de Sillence aumentada a los tipos V-VI.
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En 2011, Forlino et al.*' proponen una nueva clasificacién que atribuye los
originales 4 tipos de Sillence a mutaciones en COLTA1 y COL1A2 (Tabla 11). La
Ol tipo | deberia limitarse a los casos con alteraciones cuantitativas del colageno
tipo 1, incluyendo aquellos individuos en los cuales la insuficiencia produce una
clinica moderada. Los casos, en los que la mutacion estructural del colageno se
asocia a un fenotipo muy leve deberian designarse como Ol tipo IV. Esta
clasificacion asegura que la Ol tipo | es un grupo homogéneo clinica y
bioquimicamente, asi como la Gnica forma de Ol dominante en la cual no hay
coldgeno anormal. Las formas recesivas de Ol son diferenciadas también, segin
el gen en el que se produce la mutaciéon o el producto genéticoafectado. Esta
clasificacion hace referencia de forma general al defecto genético y a la severidad
del fenotipo, permitiendo generar grupos homogéneos para aproximaciones

terapéuticas e investigaciones bdsicas del mecanismo de la enfermedad.

La clasificacion de los pacientes, basada Ginicamente en criterios clinicos
puede llevar a errores en el consejo genético, dado que pacientes con OI-AR y
OI-AD pueden ser clinicamente semejantes, de ahi la importancia de la

identificacion del gen afectado.
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distintivo histolégico

Tipo de Ol Herencia Fenotipo Gen afectado
Clasificacién clasica de Sillence
[ AD Leve COL1A1
Il AD Letal COL1AT O COLTA2
m AD Deformidad progresiva COLTAT O COL1A2
v AD Moderado COLTAT O COL1A2
Etiologia desconocida
\% AD Distintivo histolégico [FITM5
Defecto de mineralizacién
Vi AR Defecto de mineralizacién, SERPINF1

Tabla 11: Clasificacion de los tipos de Ol por A. Forlino (modificada)

1.2.3. Alteraciones clinicas en Ol

Con herencia autosémica dominante, encontramos los tipos | al V de la

Clasificacion de Sillence (Tabla 12) . En el tipo |, las fracturas con frecuencia

aparecen con el inicio de la deambulacion y disminuyen después de la pubertad.

El tipo 1l es letal en el periodo neonatal, los lactantes afectos tienen huesos largos

incurvados y cortos con multiples fracturas intrautero, las escleras son azules o

grisaceas, tienen un craneo grande y débil. Las radiografias muestran huesos

largos no bien tubulados. La causa mas frecuente de muerte son fallos

respiratorios asociados a un térax pequefio con fracturas costales, neumonias y

quizas alteraciones pulmonares a causa de anormalidades relacionadas con el

colageno.
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La tipo Ill, progresivamente deformante, es la forma no letal mas grave. Los

afectados pueden tener hasta cientos de fracturas. La mayoria tienen facies

triangulares con frente abombada, escleras azules o grisaceas, dentinogénesis

imperfecta, compresiones vertebrales y escoliosis. Muchos tienen platibasia o

impresion basilar. Tienen talla muy baja y en la mitad de los casos tienen

malformaciones en palomitas de maiz.

La tipo IV con afectacién de moderada a grave, y un espectro clinico que se

solapa con las formas | y Ill. La tipo V, presentan como caracteristica clinica que

forman callos hipertréficos.

SORDERA

TIPO | TIPO 11 TIPO 11l TIPO IV TIPO V TIPO VI

AD AD AD AD AD Incierta
HERENCIA

Codoén  de | Sustituciones | Sustituciones | Sustituciones | Se Se
MUTACIONES parada de la glicina | de la glicina | de la glicina | desconocen | desconocen
ASOCIADAS prematuro | en COLTA1 | en COLTA1 | en COLTA1

en o COLTA2 o COLTA2 o COLTA2

COLTA1

LEVE LETAL GRAVE MEDIA MODERADA | MEDIA
SEVERIDAD

Pocas a | Mdltiples Graves Multiples Multiples Multiples
FRACTURAS mdltiples incluso

costales

Raras Severas Variable Moderada. Moderada Moderada a
DEFORMIDADES Escoliosis Escoliosis Callos graves
OSEAS grave moderada- hipertroficos | Escoliosis

leve

Normal o | Baja Muy baja Ligeramente | Baja de leve | Ligeramente
ESTATURA ligeramente Facies baja a moderada | baja

baja triangular

Rara Si Si 50% No No
DENTINOGENESIS

Azules Azul oscuro | Blancas  a | Grises o | Normales Normales
ESCLEROTICAS grisaceas blancas

50% - <50% 100% No No

Tabla 12. Afectaciones clinicas en Ol tipo 1 a VI
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1.2.4. Manejo médico de la osteogénesis imperfecta

El tratamiento médico en la osteogénesis imperfecta es claramente un
fracaso. Hace dos décadas, Albright * evalué 96 informes de 20 tipos diferentes
de tratamientos, incluyendo hormonas (calcitonina, cortisona, estrogenos,
andrégenos y tiroxina), vitaminas (A,C y D), minerales (aluminio, calcio, fltor,
magnesio, fosfato y estroncio), y algunos compuestos exdticos como arsénico,
radiacién, 4cido hidroclorhidrico diluido entre otros). La mayoria de los
descubrimientos tuvieron resultados clinicos en su momento, pero no fueron
tratamientos que hayan perdurado en el tiempo. No fue hasta 1987 cuando se
empezo a ver la luz gracias a un informe llevado a cabo por Devogelaer y cols, el
cual informé de avances tanto clinicos como radiolégicos en un nifio de 12 afios
con osteogénesis imperfecta, tratado con pamidronato oral después de un ano.

ARos mas tarde en 1998, Glorieux et al *

sienta la recomendacién de la terapia
con bifosfonatos. A partir de esta publicacién, varios autores han descrito su
experiencia en el tratamiento con pamidronato IV de pacientes con Ol, y mas
recientemente el tratamiento oral con bifosfonatos. En los Gltimos afos, se esta
empleando mucho el uso de zolendronato 1V, bifosfonatos con ventajas sobre el
pamidronato: al ser mas potente, se necesita menos cantidad y dura mas el efecto,

lo que permite alargar el intervalo de tiempo entre los ciclos, administrandose

una Gnica dosis por ciclo y en menor tiempo.
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Tratamiento farmacoldgico en pacientes con Ol

En resumen, los tratamientos en pacientes con Ol van encaminados a:

A) Reducir la actividad osteoclastica:

- Bifosfonatos 1.V (por ahora el tratamiento con resultados clinicos
probados)

- Inhibidores del RANKL: Denosumab (DMAB) Prolia

- Otros futuros tratamientos: Inhibidores del Catk (ODANACATIB)

B) Favorecer la formacion 6sea:

- PTH, no indicada en nifos.

- GH, incrementa el remodelado 6seo. Estudios en nifios junto con
tratamiento con bifosfonatos.

- Otros posibles farmacos: Inhibidores de la serotonina e inhibidores de

la esclerostina.

C)Tratamientos futuros:
- Terapia génica
- Trasplante de médula, en fase experimental.

- Inhibir la expresion del gen mutado.
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1.2.5. Osteogénesis imperfecta y Maloclusion
El' desarrollo de una oclusién adecuada y una correcta interdigitacion
dental va a depender de un crecimiento normal y desarrollo adecuado del

complejo craneofacial y los huesos dentoalveolares donde se albergan los dientes

46,47

En la Ol debido a una alteracién en la formacién y remodelado del hueso
y a la pobre actividad osteoclastica y osteoblastica el impacto sobre la oclusion es

mayor *°.

Los pacientes con Ol presentan por lo general maloclusiones mas severas
si se compara con un grupo de pacientes control de igual edad, raza y comunidad

que precisen de tratamiento con ortodoncia.

Entre las maloclusiones mas habituales en el colectivo de Ol , como se ha
mencionado anteriormente, encontramos la Clase 1, que se expresa en un 70%
de los casos, siendo mas habitual en paciente con Ol tipo Ill y IV, en ocasiones

pudiéndose acompanar de mordida abierta anterior y/o posterior.

Las maloclusiones en este colectivo se hacen mas notorias a medida que
los pacientes avanzan en su crecimiento. Los pacientes con Ol presentan poca
dimension vertical, el dngulo de la base craneal plano, relativo prognatismo
mandibular, hiperdivergencia facial y un crecimiento hacia delante y antihorario

mandibular *°.
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Cabe destacar como problema oclusal asociado, las erupciones ectépicas e
impactaciones dentales, las cuales suelen cursar con modificaciones del plano
oclusal, mordidas abiertas en el caso de impactaciones, agravando de este modo

cualquier maloclusién dental.

En pacientes con Ol tipo Il y IV, un 30% presentan este tipo de
alteraciones, siendo mas prevalente la impactacion del primer y segundo molar

permanente’®’".

La presencia de alteraciones en la cronologia de la erupcién, es una
patologia relativamente frecuente en estos pacientes. Existe retraso en la erupcion
dental en el 21% de los pacientes con Ol tipo Ill, mientras que el 23% de los IV

presentaba un desarrollo acelerado de la erupcion ¥.

En cuanto a los tipos de la enfermedad en los Il y IV se encuentran las
maloclusiones mas severas, presentando grandes prognatismos mandibulares
debidos a un déficit en el desarrollo vertical de las estructuras dentoalveolares y
el proceso condilar, y una mayor rotacién antihoraria mandibular que hace mas
notable la relacion oclusal de Clase Ill, dando como consecuencia a perfiles mas

48,50 LOS

braquifaciales debido a la poca dimensién vertical que presentan
pacientes tipo I, presentan una denticion mas armonica, sin grandes problemas

maloclusivos y donde la dentinogénesis imperfecta no llega a ser prevalente °'.
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Pocos son los estudios que establecen relacién entre la osteogénesis

imperfecta y la maloclusién.

La presencia de Clases Ill aberrantes junto con grandes mordidas abiertas
posteriores, son raras encontrarlas en la poblacién normal, por lo que apunta a la
particularidad de la maloclusién en los pacientes con Ol. El poco desarrollo
vertical de las estructuras dentoalveolares y el proceso condilar son la principal

causa del severo prognatismo mandibular *°.

Las mordidas abiertas laterales, estan representadas con un porcentaje por
debajo del 1% de las maloclusiones en la poblacion que no presentan la
enfermedad. En la poblacion de Ol el porcentaje asciende al 27% en los tipos llI
y en 33% en los tipos IV °' . Estas mordidas abiertas laterales, por lo general son
muy llamativas y dificultan la capacidad masticatoria de los pacientes que la
sufren. La etiologia de las mismas va ligada al poco desarrollo vertical y a la
malformacién del proceso dentoalveolar, muchas veces empeorada por el empuje

lingual, capaz de modificar la anatomia de los procesos dentoalveolares™.

Otro de los aspectos a destacar en las maloclusiones en la poblacién con
Ol son las mordidas cruzadas posteriores de tipo no funcional. En la poblacién
sana, las mordidas cruzadas posteriores suelen ser causadas por una leve
disminucién de la anchura maxilar y por un crecimiento normal mandibular.
Scalia y cols han demostrado que en los pacientes con Ol, a diferencia de lo que

se suele ver en la poblacién normal, se deben a un crecimiento desmesurado del
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proceso mandibular, especialmente en la zona retromolar, debido posiblemente a
una posicion baja de la lengua que produce una presion sobre el proceso
dentoalveolar a lo que se le suma una mandibula mds ancha y enlongada de lo
normal®.

Un estudio que describe algunos de los hallazgos tipicos de la Ol es el de
Elnagdy vy cols *>* que recogieron datos de 49 pacientes egipcios (20 hombres y 29
mujeres) con osteogénesis imperfecta sobre la historia clinica, arbol genealégico
de tres generaciones y examen clinico intraoral. No fueron comparados con
ningln grupo control, tan solo fueron clasificados en base a la clasificacién de
Sillence en tres tipos (tipo I, lll, 1V) y mencionados los hallazgos clinicos mas

frecuentes en cada uno de ellos (Tabla 13).

MANIFESTACION OITIPO 1 OI TIPO 1l Ol TIPO IV TOTAL
Malposicion 0/13 (0%) 0/26 (0%) 1/9 (11.1%) 1/49 (2.04%)
dentaria

Agenesia 0/13 (0%) 0/26 (0%) 1/9 (11.1%) 1/49 (2.04%)
Resalte 2/13 (15,4%) 2/26 (7,7%) 1/9 (11.1%) 5/49 (10,2%)
aumentado

Sobremordida 3/13 (23%) 1/26 (3,8%) 0/9 (0%) 4/49 (8,1%)
Mordida abierta 1/13 (7,7%) 8/26 (30,7%) 0/9 (0%) 9/49 (18%)

Mordida cruzada 0/13 (0%) 0/26 (0%) 1/9 (11.1%) 1/49 (2.04%)
posterior

Diastemas 3/13 (23%) 2/26 (7,7%) 4/9 (44,4%) 9/49 (18,4%)
Clase 11l 0/13 (0%) 2/26 (7,7%) 0/9 (0%) 2/49 (4,1%)

Tabla 13. Porcentaje de manifestaciones orales en diferentes tipos de Ol obtenido del estudio

observacional de Elnagdy y cols **
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Estudios como el realizado por Chetty y cols > donde se analizaron 64
pacientes africanos con Ol tipo Ill, nos demuestran que las formas mas severas de
la enfermedad, también llevan consigo asociadas las maloclusiones mas
complicadas. En este caso, algunos de los casos fueron analizados en base a
teleradiografias y todos mediante la clasificacion de Angle *. Del grupo Ol tipo llI,
el 40% presentaban una maloclusién de Clase lll, el 29,70% resalte borde a
borde y el 28,12% mordida cruzada posterior.

*“ en su estudio sobre la incidencia de anomalias

O’Connel y Marini
craneofaciales y dentales en nifios con grados mas severos de osteogénesis
imperfecta, evaluaron 40 nifios con edades comprendidas entre 1-17,5 afos con
osteogénesis imperfecta, 22 de ellos con tipo Ill y 18 con tipo IV. Encontraron una
alta incidencia de Clases lIl, llegando a afectar al 70% de los pacientes
examinados, mientras que en la poblacién sana este porcentaje ronda el 3-8%, no
teniendo ninguna duda de que dicha maloclusiéon se encuentra ligada a
anomalias del craneofaciales y dentoalveolares (Tabla 19) . Ahaden que debido a
la alta incidencia de Clase lll, el aumento de mordidas cruzadas anteriores y
posteriores se haga mds notable. Como dato relevante, se observan mordidas

abiertas laterales ya sean bilaterales o unilaterales en el 46% de los nifos mayores

de 9 afos, siendo estas inexistentes en nifos en denticion temporal por debajo de

dicha edad.
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Hallazgos Tipo 11l Ol (n=22) Tipo IV Ol (n=18)
Clase | 9,1% 23,5%
Maloclusion Clase Il 9,1% 15,9%
Clase Il 81,8% 70,6%
Anterior 31,8% 17,7%
Mordida abierta Posterior 27,3% 33,3%
>9 anos 46% 46%
Anterior 27,3% 29,4%
Mordida cruzada Posterior 36,4% 47 1%
Tabla 14.Hallazgos dentales en denticién permanente y temporal en pacientes con Ol tipo III -1V

La mayoria de las afectaciones dentales y craneofaciales dentro del

colectivo de Ol se encuentran englobadas en los tipos Ill, IV y VI (84% de los

pacientes afectados con Ol). Estos pacientes necesitan de un seguimiento mas

cercano y presentan necesidades cambiantes, es por ello que dichos cuidados no

sean compatibles con una clinica dental comuin. En el equipo multidisciplinar

que atiende a estos pacientes, el odontélogo debe estar perfectamente integrado,

pues el conocimiento de las anomalias propias del colectivo y sus nociones

acerca del crecimiento craneofacial, son clave en la evaluacion de otras areas

craneofaciales afectadas.
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2. ANTECEDENTES
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2. ANTECEDENTES

2.1. Alteraciones craneofaciales en Ol

Los pacientes con osteogénesis imperfecta presentan unas caracteristicas
faciales y craneales caracteristicas especificas debido a la deficiencia de
crecimiento en estas estructuras, afectando a todos los huesos craneofaciales, a
pesar de sus diferentes mecanismos de desarrollo. Es por ello, que en este
colectivo, la formacién del craneo no siga un curso normal, encontrandose
amplias fontanelas y poca capacidad de los huesos planos del craneo para seguir

el crecimiento del tejido neural.

Los pacientes que presentan mayor grado de enfermedad (tipo Il y IV)
también registran las alteraciones mas severas, pudiéndose identificar defectos de
crecimiento primario en los cartilagos de la base del craneo y de la rama
mandibular, precursores del crecimiento de estas estructuras, si como alteraciones
en la flexura de la base del crdneo y regulacion adaptativa en el crecimiento

condilar.
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Es por ello que muchos estudios se hayan llevado a cabo para entender
mejor la etiopatogenia que existe tras el crecimiento alterado en pacientes con
Ol.

[ °® en 1997 realizaron uno de los estudios mas relevantes sobre

Jensen et a
el crecimiento craneofacial alterado en pacientes con Ol. El objetivo del estudio
fue analizar el desarrollo craneofacial en 54 pacientes con Ol, todos ellos
clasificados segtn el tipo de OI (1, lll y IV) de acuerdo a criterios clinicos y en
relacién con hallazgos de las anomalias en la produccién de coldgeno tipo I. Para
ello se analizaron teleradiografias con la cefalometria de Solow vy fotografias
faciales para evaluar cualitativamente la altura, anchura y forma facial. El grupo

control estaba formado por 102 varones y 51 mujeres, todos ellos estudiantes

daneses.

Una vez analizados 221 puntos de referencia en el grupo Ol y comparados
con el andlisis del grupo control, se puede determinar que la morfologia
craneofacial estd afectada en todos los tipos de Ol pero en diferente grado segin

la severidad de la enfermedad.

En la Ol tipo I, los individuos presentaban un desarrollo somatico y
caracteristicas faciales sin diferencias estadisticamente significativas con respecto
al grupo control, destacando un tamafio del craneo y arcadas ligeramente mas

reducido pero siempre dentro de los limites de la normalidad.
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Pacientes con Ol tipo lll y IV presentan las anomalias mas severas, el
desarrollo somatico se encuentra alterado, presentando una estatura menor con
diferencias estadisticamente significativas con el grupo control y grupo Ol tipo I.
En cuanto a las caracteristicas faciales, las relaciones sagitales se encuentran
significativamente reducidas, la anchura de la calota estd incrementada sobretodo
en varones tipo IV y en mujeres tipo lll. En la proyeccion lateral, las dimensiones
lineales en la base del craneo, estan significativamente disminuidas tanto en las
dimensiones anteriores y posteriores. El angulo de la base del craneo se encuentra
significativamente aumentado en este grupo de Ol, siendo mucho mas severo en
tipos 1. Las relaciones maxilo-mandibulares sagitales, estan significativamente
reducidas en este grupo de Ol, sin embargo, encuentran se hallaron relaciones
sagitales de arcadas normales en contraste con los hallazgos de Isshiki (1996) que
encuentran sobremordida mandibular en casi el 50% de sus casos y Stenvik et al
(1986) que encuentran una relacién de arcadas negativa en el total de una
muestra de 27 pacientes. Esto puede ser debido a un nidmero elevado de
pacientes de tipo Ill, que da como consecuencia una alta incidencia de relacion

de arcadas negativa en el estudio (informacién no aportada por el autor).

En conclusién, la morfologia craneofacial en la Ol tiene un rango amplio
de variedad desde la casi normalidad en el tipo | a la dismorfologia severa del
tipo lll, donde los pacientes tienen huesos delgados y adaptables, dando como
consecuencia una cara triangular tipica como se ha visto en el plano frontal.

Pacientes con un defecto cualitativo del metabolismo del coldgeno tipo | estan
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significativamente mas afectados en sus regiones craneofaciales que los pacientes

con un defecto cuantitativo, independientemente del tipo de Ol.

Waltimo-Sirén y cols® en 2005, analizaron el tamano y forma del
neurocraneo, cara, mandibula y estructuras dentoalveolares en un grupo de 59
pacientes con Ol del Instituto Odontolégico de la Universidad de Helsinki,
Finlandia. Para su analisis se tomaron radiografias laterales de craneo. En la

muestra estaban representados los distintos tipos de Ol como se muestra en la

Tabla 15.

Mean age Age range
Type of OI N Females Males (years) (years) SD (years)
I 30 22 8 36.5 8.8-69.1 164
III 7 4 3 32.0 12.1-49.7 13.2
v 21 16 5 245 6-43.6 119
IIav 1 1 0 318 — —
II-1v 29 21 8 26.5 6-49.7 12.3
t-test I versus OI-1IV t-value 2.6

P-value 0.011

Tabla 15. Descripcion de la muestra del estudio de Waltimo-Siren en base al tipo de Ol

Para el grupo control se emplearon teleradiografias con sus respectivas
cefalometrias de un colectivo de pacientes que carecian de la enfermedad y que
tocaban el violin y la viola, utilizados previamente en el estudio de Kovero et al
en 1997.

Una vez tomadas las cefalometrias del grupo de Ol, se procedi6 a realizar
el analisis cefalométricos en el que se emplearon puntos, lineas y angulos
comuinmente usados en estudios de ortodoncia (Fig.8). Como dato importante se
midi6 la distancia entre la base del craneo y el punto mas bajo del neurocraneo

posterior (q).
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Fig.8. Puntos de referencia para las medidas lineales (A) y las medidas angulares (B) llevadas a
cabo en el andlisis cefalométricos del estudio

La interpretacién de que el dngulo facial sea normal y el dngulo que se
forma entre S-N y Plano Palatino se encuentre muy aumentado, no es otra que el
hundimiento de la base craneal apoyado por el aumento significativo del angulo
de la base craneal. Estos cambios ya fueron observados en estudios de Jensen y
Lund en 1997, siendo los pacientes con Ol tipo Il y IV los mas afectados. Un
angulo de la base craneal alto es resultado de un movimiento hacia arriba del
nasion, por una depresion del sella o por un hundimiento posterior del clivus,

debido a una poca mineralizacién de las estructuras 6seas.
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Tras el analisis de las cefalometrias se vio al igual que en otros estudios,
que la altura facial anterior es considerablemente mas corta que en los controles y
en consecuencia, como método compensatorio, existe una disminucién de la

altura facial posterior, asi como un aumento de la circunferencia de la cabeza

56,49

Basandonos en los resultados del estudio, se determina un verdadero
patrén de Clase Il (una gran mandibula en comparacion al tamano maxilar),
antes estudiado por Schwartz**. Esta relacion sagital anémala es debido a un
maxilar superior retruido con respecto a la base craneal anterior (angulo SNA
disminuido). En cuanto al angulo SNB que describe la posicion de la mandibula
en relacién a la base craneal anterior, esta ligeramente incrementado, a pesar de
que no existen diferencias estadisticamente significativas si es comparado con el

grupo control.

En pacientes con Ol, el crecimiento del hueso mandibular, particularmente
del proceso condilar, es defectuoso. La rotacion anterior mandibular en presencia
de un céndilo corto y huesos alveolares subdesarrollados en ambas arcadas,

conduce a un prognatismo mandibular acusado.

Como hallazgos dentoalveolares, la muestra de pacientes con Ol
demuestra un valor del Wits (distancia entre las proyecciones perpendiculares de
los puntos A y B al plano oclusal) considerablemente mas pequeiio que en los

controles, compatible con una relacién oclusal de clase Ill. En los casos mas
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severos, los incisivos se encuentran vestibulizados, probablemente debido al
empuje que ejerce la lengua sobre ellos y sobre las mandibulas mas fragiles y
finas de lo normal, no siendo compensada dicha presién por la musculatura
orbicular, de tal modo que se producen cuadros de mordida abierta anterior (Cole

et al 1982) y mordida abierta posterior (O'Connell y Marini 1999).

El fenotipo facial, tal y como se muestra en los resultados, es muy diferente
en el grupo de pacientes con Ol tipo 1 y los tipos Il y IV. La Ol tipo | presenta un
fenotipo mas leve y constituye un grupo heterogéneo de pacientes muy diferentes
entre si. Como cabria esperar en ellos, apenas existen diferencias con respecto al
grupo control. Las medidas lineales sagitales y verticales son mas pequefas de lo
normal, pero las medidas angulares no tienen diferencias estadisticamente
significativas con respecto al grupo control. La compensaciéon de una base
craneal corta, ha tenido lugar sagitalmente ya que el neurocraneo es incluso mas

largo que en el grupo control.

Por otro lado, el fenotipo facial en Ol tipo Il y IV presenta una base
craneal incluso mas corta que los tipo I, sin embargo la base craneal posterior, no
presenta alargamientos compensatorios. El dngulo facial es normal, mientras que
el dngulo que forman el plano palatino y plano mandibular es marcadamente mas
pequeio y entre la base craneal anterior y la linea palatina, marcadamente mayor

que en los controles o en el tipo I.
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Los incisivos superiores se encuentran muy inclinados hacia vestibular
para intentar compensar la relacién oclusal de Clase Ill. El patrén facial es muy
cerrado, es causado por un significativo déficit del crecimiento vertical en la rama
mandibular y el hueso dentoalveolar en ambas arcadas.

[47

Chang et al* en 2007, publicaron el dltimo articulo en referencia al
crecimiento craneofacial en nifos con Ol donde su objetivo principal fue
identificar las caracteristicas de 16 pacientes con Ol (10 hombres y 6 mujeres) d
entre 7 y 15 anos y compararlo con un grupo control formado por 863 nifios
chinos de entre 6 y 18 anos de edad sanos, con buena oclusién, perfil facial
bueno y no haber sido portadores de ortodoncia previamente. Para el estudio se
tomaron 11 puntos cefalométricos de referencia y se midieron 25 variables . La T-
de Student fue el método estadistico empleado para comparar los datos obtenidos

de ambos grupos. Dentro del grupo de Ol , se analizaron las cefalometrias en

base a los tipos de Ol (Tabla 15)

Male,n=10 Female, n=6

OI type Typel Type III Type IV Typel Type Il Type IV

DI (z, age in years) ) o) ) ©) &) ©) (O] ©) ) (] (] )
7 1 1 2
8 1 1 1 1 1
9 1

10

11 1 1

12 1 1

13 1

14

15 1

Total 3 1 2 0 1 3 1 0 1 0 1 3

(+): with dentinogenesis imperfecta (DI); (—): without DI; Type L, mild type of OI; Type III, progressive deforming type of O Type IV, moderately
severe type of OL

Tabla 15. Muestra de pacientes de Ol del estudio de Chang y cols (55)
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En el grupo Ol se realizaron dos veces los trazados por el autor (PC). Cada
punto de referencia que se localizada, era revisado por otro autor diferente (SL)
antes de hacer el trazado cefalométrico. El intervalo entre mediciones fue de 3
meses. El error intraexaminador fue analizado usando el método sugerido por
Bland y Altman (1986), estableciendo el error en menos del 3% del total de la

varianza.

Los resultados se reflejan en la tabla 16, donde se observan diferencias
estadisticamente significativas en las relaciones intermaxilares, donde el angulo
SNA que relaciona la posicion anteroposterior del maxilar en relacion a la base
craneal se encuentra disminuido, lo que se explica como un maxilar retruido, al
igual que el ANB que también se encuentra significativamente reducido, lo que es
indicativo de un predominio de la relacién intermaxilar de Clase Ill en un 65% de
los casos de Ol.  Waltimo-Sirén>® hipotetiza que la region de la silla esta
deprimida por el peso del cerebro, lo que resulta en una curvatura hacia abajo de
la region de la base del craneo, de tal modo que si el punto sella (S) se sitda mas

ventralmente, causa una disminucion en el SNA.

La divergencia facial es también mayor en el grupo Ol, lo que es razonable
si el punto S esta situado mds ventralmente. La hiperdivergencia del plano
mandibular indica una tendencia a la mordida abierta esquelética. Se hipotetiza
que en estos pacientes, la mandibula crece en direccién anti horaria hacia

delante y es compatible con la mandibula clinicamente prognécica.
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Dado que el tamano somadtico total en estos ninos se encuentra reducido,
no es de extraiar que las medidas lineales de la altura facial incluyendo la altura
facial posterior y la altura facial total e inferior se encuentren acortadas, dando

lugar a perfiles nicos que difieren de la poblacién normal.

Vanable Mean P value

OI group Control group

Intermaxillary relationship
SNA 74.86 82.69 b
SNB 76.63 7813 NS
ANB -1.77 3.61 b
A-Nv -2.70 —0.55 N
Pg-Nv -2.14 =179 =
AH-BH -1.25 643 =
Facial divergence
SN-FH 16.84 6.89 b
SN-MP 36.84 3226 b
Face heights
S-Go 62.63 7538 b
N-Me 105.46 116.91 b
S-Go/N-Me 59.46 64.41 b
A-Me 51.06 59.75 b
N-A/A-Me 108.45 97.17 R
Jaw triangle
Ar-A 76.28 8351 b
Ar-Gn 96.50 103.92 b
A-Gn 4994 56.75 .-
Ar-A/Ar-Gn 79.45 80.52 NS
A-Ar-Gn 33.16 33.01 NS
Ar-A-Gn 95.84 936 NS
A-Gn-Ar 50.28 534 b
Posterior angles
N-S-Ar 130.72 122.64 i
S-N 63.87 66.63 b
S-Ar 29.04 3311 b
S-Ar-Go 13422 146.12 b
Ar-Go-Gn 129.78 123.49 b

*P < 0.05; ***P < 0.001; NS, not significant.

Tabla 16. Resultados del grupo Ol y grupo control
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Como breve resumen del crecimiento craneofacial en pacientes con Ol en
base a los estudios publicados hasta la fecha, cabe destacar que los pacientes con
Ol presentan unas caracteristicas morfolégicas tnicas como resultado directo del
defecto molecular que presentan, conduciendo a un déficit de crecimiento y
mineralizacion de los huesos. Las anomalias difieren mucho en base al tipo de
Ol que presentan. Encontramos pacientes con Ol tipo | con apenas deficiencia en
el crecimiento, con valores ligeramente disminuidos con respecto al grupo
control pero siempre dentro de la normal. En contraposicion, los pacientes con Ol
tipo 11l y 1V son los que presentan las mayores aberraciones maxilares retruidos y
posiciones adelantadas mandibulares, no debidas a un aumento de tamafio
mandibular sino a rotaciones antihorarias de la misma durante su crecimiento,
que dan como consecuencia a caras cortas. Los incisivos superiores e inferiores se
encuentran vestibulizados, dando como consecuencia a mordidas abiertas

laterales y anteriores, fruto del empuje lingual y la fragilidad 6sea asociada.
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2.2. Severidad de la maloclusion en pacientes con Ol

En la bibliografia existen pocos estudios que hayan estudiado y medido los
parametros que influyen en la severidad de la maloclusiéon en colectivos con
osteogénesis imperfecta y lo hayan comparado con un grupo control sin

enfermedad.

Rizkallah et al > en 2013 llevaron a cabo un estudio para describir y
cuantificar la severidad de la maloclusién en un grupo de pacientes con
osteogénesis imperfecta. Un total de 100 pacientes fueron referidos desde el
Hospital Shriners de Monreal a la clinica dental del Hospital Infantil de Canada,
para estudiar su maloclusiéon y valorar un tratamiento con ortodoncia . 49
pacientes (de entre 5 y 19 anos; 28 mujeres, 21 hombres) aceptaron tomarse
registros de ortodoncia para un posterior tratamiento ortodéncico y fueron
incluidos en la muestra de estudio. En el grupo de Ol estaban presentes los
diferentes tipos de Ol en la siguiente medida tipo | (n=8); tipo Ill (n=11); tipo IV
(n=26); tipo V (n=2) y tipo VI (n=2). La mayoria de los pacientes que formaban la
muestra presentaban las afectaciones mds severas de la enfermedad y estaban en

tratamiento con bifosfonatos.

Para el estudio se tomaron fotografias extraorales, intraorales e impresiones
de alginato para posteriores modelos de estudio. Cuando fue posible se tomaron
radiografias panoramicas y teleradiografias. Los modelos de estudio fueron
zocalados y puestos en oclusiéon en base a los criterios de American Board of

Orthodontics (ABO). Los registros de oclusion fueron tomados con cera.
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El grupo control lo formaban pacientes con necesidad de tratamiento de
ortodoncia de dos clinicas de ortodoncia privada, pareados en género y edad

con el grupo OL.

Todos los modelos de estudio fueron analizados y medidos por dos
ortodoncistas que siguieron el protocolo del indice PAR vy el indice de
discrepancia ID. Las puntuaciones se tomaban por separado y eran comparadas
una vez analizados 10 casos, si las diferencias eran mayor a un punto, se volvian
a tomar de nuevo. Por lo tanto el coeficiente de correlacién entre los

examinadores fue de 0,996; con un intervalo de confianza del 95%.

El indice PAR como se comentdé anteriormente, usa 7 criterios en
referencia al alineamiento dental, relacion (sagital, vertical y transversal) de los
segmentos derecho e izquierdo, resalte, sobremordida y discrepancias de lineas
medias. Cada desviacion de la norma se puntGa en varios grados en base al

grado de severidad de la maloclusioén.

El indice de discrepancia (ID) en relacién con modelos de estudios, estudia
7 parametros: resalte, sobremordida, mordida abierta, apifiamiento, relaciones
oclusales, mordidas cruzadas y otras categorias catalogadas como "Otros" donde
se incluyen otro tipo de anomalias como por ejemplo, agenesias. Al igual que el
indice PAR, son asignadas puntuaciones y catalogadas reflejando el grado de

maloclusion.
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Las diferencias entre las distintas puntuaciones del indice de discrepancia
entre el grupo control y grupo con Ol fueron analizadas con un t-test para
muestras independientes. Como resultados se obtuvieron que no existian
diferencias estadisticamente significativas entre el grupo control y grupo Ol en lo
que a la edad y género se refiere, pues estaban pareados al inicio del estudio. Las
puntuaciones del indice PAR del grupo Ol se encontraban entre 2 a 64
(ponderacién UK) y entre 3 y 69 (ponderacion USA), mientras que en el grupo
control los resultados fueron de 5 a 45 (ponderaciones UK) y de 1 a 49
(ponderaciones USA). En ambos indices de PAR (el UK y el USA) las diferencias
fueron estadisticamente significativas con respecto al grupo control, siendo

puntuaciones mas elevadas (Tabla 13).

PAR UK PAR US
PAR parameters oI Control oI Control
Total 31.1 (14.5)* 22.7 (10.7)* 32.2 (15.0)* 21.6 (9.6)*
Upper segment 5.5 (5.4) 3.6 (3.4) 5.5 (5.4) 3.6 (3.4)
Lower segment 2.7 (3.4) 2.8 (3.0 0.0 (0.0) 0.0 (0.0)
Buccal occlusion: anteroposterior 1.3 (1.5) 1.4 (1.4 25(29) 2.8 (2.7)
Buccal occlusion: vertical 0.7 (0.9)* 0.0 (0.1)* 1.5 (1.9)* 0.0 (0.3)*
Buccal occlusion: transverse 3.7 (2.2)* 1.1(1.8)* 7.4 (4.4)* 23 (3.6)*
Overjet (mm) 0.1 (0.9)* 6.0 (7.2)* 0.1 (0.7)* 50 (6.0)*
Anterior crossbite 13.0 (9.6)* 3.8 (7.0)* 10.8 (8.0)* 32 (5.8)*
Overbite (mm) 0.2 (0.6)* 18(1.9)* 03 (0.9)* 2.7 (2.8)*
Open bite 16(2.1)* 04 (1.4) 2.4(3.2)* 0.7 (2.1)*
Centerline 22(3.3) 1.7 (2.6) 1.7(2.5) 1.3(1.9)

Results are given as means (SD).
0L Osteogenesis imperfecta.
*Significant group differences, P <0.05, with independent ¢ tests.

Tabla 17. Resultados del indice PAR (UK y USA)
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En cuanto al indice de discrepancia, las puntuaciones en el grupo Ol van
de 3 a 83 y en el grupo control de 3 a 34 (Tabla 18). El analisis individual de las
diferentes variables del grupo de Ol muestran que en este grupo existen mayores
puntuaciones en la mordida cruzada anterior y posterior asi como en las

mordidas abiertas anterior y posterior con respecto al grupo control.

(1) Control
Total 29.8* (20.2) 12.4* (6.8)
Anterior crosshite 5.6* (7.0) 0.7* (1.4)
Overjet 0.1*(0.2) 1.6* (1.7)
Overbite 0.2*(0.8) 1.3* (1.6)
Anterior open bite 3.7* (6.0) 0.8* (3.4)
Lateral open bite 7.1*(11.8) 0.3* (0.9)
Crowding 3.6(2.9) 3.1 (25)
Occlusion 5.3*(5) 2.9* (2.9)
Lingual posterior crosshite 2.0*(1.7) 0.5* (1.1)
Buccal posterior crosshite 0(0) 0.4 (1.7)
Other 2.0*(2.7) 0.5* (1.3)

Results are given as mean (SD).
OI, Osteogeness imperfecta.
*Significant group differences, P <0.05, with independent £ tests.

Tabla 18. Resultados del indice de discrepancia

En base a los resultados obtenidos en este estudio, se observa que el grupo
con Ol presenta maloclusiones mas severas comparado con un grupo control,
ambos a la espera de tratamiento ortodéncico. Las mordidas abiertas laterales,
raramente encontradas en la poblacién sin enfermedad, son muy prevalentes en

los pacientes con osteogénesis imperfecta.

De la poblacién con Ol la mas afectada son los que padecen tipo lll, IV y
VI de la enfermedad (83% del total de la muestra de estudio). Estos pacientes
precisan de tratamientos diferentes a los convencionales ofrecidos en una clinica

dental, debido al grado tan severo de malformacién craneofacial y dentaria.

97



El indice PAR y el ID fueron herramientas Utiles para este estudio y las
puntuaciones obtenidas en el grupo control fueron similares a las de estudios

859 Ambos estudios coinciden en las diferencias

realizados anteriormente
estadisticamente significativas de los valores estudiados a excepcién de la
relacion sagital posterior, esto es debido a que el PAR no diferencia bien entre
Clase I, 11 'y 1l mientras que el indice de discrepancia si. Por dltimo, El grupo

afectado con Ol por lo general presentaba Clase Il (57% de la muestra) mientras

que el en el grupo control presentaba en su mayoria Clase Il (63% de la muestra).

Otro de los estudios recientes sobre el tratamiento de la maloclusién en un
colectivo con Ol es el llevado a cabo por Jabbour et al *°, donde por primera vez
se tiene como objetivo relacionar el genotipo y su relacion con la severidad de la
maloclusion en este colectivo. Este estudio fue llevado a cabo en base a las guias
STROBE. De un total de 100 pacientes referidos del Hospital Shriners de Canada
a la clinica dental del Hospital Peditrico de Canad4, 49 de ellos con intenciones
de llevar a cabo un procedimiento dental, aceptaron a formar parte del estudio de

investigacion. De todos ellos se tomaron test genéticos y valoraciones clinicas.

Se obtuvo el ADN de la saliva y de sangre periférica mediante métodos
estandarizados de extraccién de sustancias. Todos los exones de COLTAT y
COL1A2 incluyendo el exon-intron limitrofes fueron amplificados con la reaccién
en cadena de polimerasa. La secuencia de la reaccién fue gravada mediante el kit
de secuencia BigDye Terminator cycle (Applied Biosystems, Foster City, USA). La

secuencia de nucleétidos se determiné usando un amplificador Biosystems 3100
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de secuencia de ADN . En aquellos pacientes donde no se encontraban
mutaciones, se analizaba la siguiente secuencia de genes de Ol como se ha

descrito anteriormente.

Para el andlisis ortodoncico, se tomaron modelos de estudio y fotografias y
se analizaron mediante el indice de discrepancia ID y el indice PAR. No se
usaron radiografias pues no todos los pacientes de la muestra contaban con ellas.
Los modelos de estudio fueron analizados por dos ortodoncistas calibrados. Las
puntuaciones fueron analizadas por separado y en caso de haber mds de un
punto de desacuerdo, se repetian las mediciones discutiendo entre los dos el
porqué de cada uno de las puntuaciones de los diferentes apartados del indice, de
tal modo que el coeficiente de correlaciéon sera de 0,996 con un intervalo del

95% de confianza.

En el analisis estadistico de los datos, se midieron las puntuaciones
minimas y maximas presentes en ambos grupos y tomadas por los dos
examinadores. El test de Kruskal-Wallis y un ANOVA para comparar multiples
muestras, se realiz6 con un nivel de significancia de p<1 para establecer
diferencias entre los pardmetros del PAR de pacientes con Ol tipo I, Il y IV. El
indice de correlacion de Spearman se llevd a cabo para buscar cualquier
asociacion entre las medidas de la maloclusiéon con PAR y ID vy la posicién de la

mutacioén, edad y género.
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Un analisis univariado de covarianza (ANCOVA) se llev6 a cabo para
comparar el indice total del PAR y sus componentes en pacientes afectados con
mutaciones COLTA1 y COL1A2, ajustado por edad y género. Todos los andlisis

estadisticos se llevaron a cabo con el SPSS.

En cuanto a la mordida cruzada anterior y transversal entre el grupo Ol
tipo | y tipo Il eran estadisticamente significativas (p<0,1) (Tabla 15) . Los
componentes del andlisis PAR muestran anomalias dentoalveolares
estadisticamente significativas entre grupo Ol y grupo control, en las mordidas
abiertas anteriores, mordidas abiertas posteriores, mordidas cruzadas anteriores y
posteriores y clases Ill. En cuanto a los "nuevos tipos de OI", los dos pacientes con
Ol tipo V tuvieron un resultado total del PAR de 44 y 21 respectivamente,
mientras que los Ol tipo VI tuvieron resultados con diferencias estadisticamente

significativas entre ambos, con puntuaciones de 43 y 2 respectivamente.

La secuencia de ADN revel6 que 22 pacientes presentaban mutaciones en
el COL1AT y COL1A2 (Tabla 16) No se encontraron diferencias en edad ni
género en cuanto a la distribucién de pacientes con ambas mutaciones.
Sustituciones de glicina se observaron en la mitad de los pacientes con COLTA2.
La mutacién mds comdn fue la de sustitucién de la glicina por serina (n=20). En
pocos casos la glicina fue sustituida por cisteina (n=7), glutamina (n=2), acido

aspartico (n=2) y arginina (n=1).
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Los pacientes con mutaciones COLTA2 presentan puntuaciones mayores
en indice PAR, lo que se traduce en maloclusiones mds severas donde
predominan las mordidas cruzadas anterior, las mordidas abiertas anteriores y
posteriores y las maloclusiones de Clase Il si son comparados con el grupo de
mutacion COLTAT1. Entre los pacientes con mutaciones del COL1A2, los hombres
presentan mayores puntuaciones que las mujeres (Prueba Mann-Whitney
p=0,047; media de mujeres: 30; media en hombres: 36). En pacientes con
mutaciones del COL1A2, se encontré una clara relacion entre la edad y la
oclusion vertical (Spearman r=46, p=0,03 y un poder del 50%), ademas existe
una clara correlacién entre la edad y puntuacioén total del PAR en estos pacientes.
Sin embargo en pacientes con COLTA1, no existe correlacion entre el género y la

edad y la puntuacion del PAR.

Como conclusiones del estudio, determinaron que cadenas especificas de
mutaciones de coldgeno, estan intimamente relacionadas con la severidad de la
maloclusion en individuos afectados por Ol. La edad y el género son factores
contribuyentes a dicha maloclusién. Estos hallazgos les hace pensar que un test
genético en estos pacientes a una temprana edad, puede ayudar a predecir el tipo
y la severidad de la maloclusion, proporciondndoles a los pacientes un trato

ortodéncico personalizado basado en los riesgos individuales de cada paciente.
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3. JUSTIFICACION E HIPOTESIS

Debido a la inexistencia de protocolos encaminados al diagnéstico de la
maloclusiéon en pacientes especiales, se ha visto la necesidad de estudiar los
distintos indices revisando la bibliografia hasta la fecha, para seleccionar aquel
que mejor se adapte al colectivo de pacientes con Ol en base a los registros
presentes en el Departamento de Especialidades Clinicas Odontolégicas de la

Facultad de Odontologia de la Universidad Complutense de Madrid.

La presencia de pacientes con Ol en denticién temporal, nos llevé a revisar
la bibliografia existente y no encontrar indices de maloclusién que analicen los
parametros mas importantes en dicha denticion y establecer prioridades de
tratamiento o simplemente catalogar a dichos pacientes en base a la severidad de

[a maloclusion.

Resulta imprescindible la bisqueda de un indice objetivo, fiable, valido y

accesible no solo para ortodoncistas sino también para odontélogos generales.

La hipdtesis de este estudio es "En base al crecimiento craneofacial
alterado en el colectivo de pacientes con Osteogénesis Imperfecta, presentan
maloclusiones severas que implican una mayor dificultad de tratamiento que

aquellos pacientes que no presentan la enfermedad".
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4. OBJETIVOS

Objetivo general
Evaluacién de la severidad de la maloclusién en denticién temporal, mixta

y adulta en ninos con Osteogénesis Imperfecta.

Objetivo especifico

- Elaborar un método de analisis de maloclusién para denticién
temporal, con los aspectos mas relevantes de la misma, que
permita evaluar la severidad de la maloclusion en edades
tempranas, clave para la evolucion de la oclusién en nifios con Ol.

- Aplicar el Indice de Discrepancia de la ABO en denticién mixta y
adulta para evaluar la severidad de la maloclusién en nifnos con Ol.

- Comparar los resultados obtenidos del grupo de estudio con Ol con
un grupo control pareado en edad, sexo y raza que precisan
tratamiento ortodéncico.

- Establecer segin la clasificacion de Sillence, que tipos de Ol
presentan maloclusiones mas severas.

- Establecer las variables del indice que mas influyen en la

complejidad de la maloclusion.
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5. MATERIAL Y METODO

El presente trabajo de investigaciéon se integra en un proyecto mas
amplio: “Estudio del desarrollo craneofacial, unién craneocervical y dental y sus
alteraciones en niiios con Ol tratados con bifosfonatos” y "Contribucion de las
repercusiones orales y craneofaciales al diagnéstico actual de la Osteogénesis
Imperfecta y a su modulacién terapéutica", ambas dirigidas por el Dr. Manuel
Joaquin de Nova Garcia, habiendo recibido el patrocinio de dos Instituciones
Pdblicas, la Fundacién Mutua Madrilefia (en los inicios del trabajo) y la
Fundacién AHUCE, patrocinadora actual de las investigaciones en marcha, entre

las que se encuentra esta Tesis. (ANEXO 1)

El estudio llevado a cabo cumple con los preceptos éticos formulados en la
Orden SAS 3470/2009 y la Declaracién de Helsinki de la Asociacién Médica mundial
sobre principios éticos para las investigaciones médicas en seres humanos y en sus
posteriores revisiones, asi como aquellos exigidos por la normativa aplicable en

funcion de las caracteristicas del estudio. (ANEXO Il

Los tutores de los pacientes han sido informados de pertenecer a un estudio
llevado a cabo en una linea de investigacion, habiendo cumplimentado y firmado un
consentimiento informado donde se permite la exploracién odontolégica y el formar
parte del estudio cuyo objetivo es la investigacion de las repercusiones orales y
craneofaciales de la Osteogénesis Imperfecta de la Universidad Complutense de

Madrid. (ANEXO 1)
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La investigacién se ha basado en la aplicacién del Indice de Discrepancia
utilizado por la Academia Americana de Ortodoncia para establecer la dificultad
del tratamiento ortodéncico en una muestra de registros fotograficos vy
radiograficos de nifios con osteogénesis imperfecta, asi como de controles sanos
pareados por edad y sexo. No se empled el Kit de la ABO para la toma de
registros estandarizados. Para la muestra en denticiéon temporal se empled el

Método de Andlisis Temporal disenado en este estudio.

5.1.  UNIVERSO DEL ESTUDIO

El universo de estudio del presente trabajo, estd integrado por 49 nifios y
adolescentes con edades comprendidas entre los 4 y 18 anos, con diferentes tipos
de osteogénesis imperfecta tratados con bifosfonatos, a los que se le realizan
revisiones odontoldgicas en la clinica del Titulo Propio de la UCM: Especialista
en Odontologia integrada en el nifio con necesidades especiales y en los
Congresos Anuales celebrados por la Fundacion AHUCE. De éstos,
seleccionamos aquellos que cumplen con los criterios de inclusion vy
desestimamos aquellos que presentan alguno de los criterios de exclusion

expuestos a continuacion.
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5.2.  MUESTRA DEL ESTUDIO

La muestra de pacientes a estudiar presentaban registros fotograficos ,
radiograficos e historia clinica de acuerdo al modelo utilizado en el Titulo Propio
Especialista en Odontologia Integrada en el Nino con Necesidades Especiales de
la Facultad de Odontologia de la Universidad Complutense de Madrid.
La historia, dividida en tres apartados (historia medica, odontolégica y
comportamental), redine aquellos aspectos mas relevantes de la enfermedad vy la

afectacion en el ambito bucodental.

Historia médica: En ella se recogen todos aquellos datos en
relacion a la enfermedad sistémica de base (Ol):

o Tipo de Ol por la Clasificacién de Sillence (1, 11I, IV y V);

o Tratamiento con bifosfonatos (i.v.ciclicos):
pamidronato/zolendronato;

o Informes médicos de la evolucion.

Historia odontoldgica: Se recogen los datos relacionados con la

salud oral:

o Dentinogénesis  Imperfecta  (tipo 1)  clinica o
radiograficamente;

o Maloclusién presente/ausente y caracteristicas;

o Estudio radiografico diagndstico (radiografia panoramica,

radiografia lateral de craneo y andlisis cefalométrico).

Registros fotograficos realizados por un centro de diagnéstico bucodental
en Madrid. La secuencia de fotografias sigue un protocolo diagnéstico igual en
todos los paciente. Estas imagenes junto con los registros radiograficos tendran
vital importancia en este estudio, pues sobre ellas se aplicaran las pautas del

Indice de Discrepancia y Método de Analisis Temporal.
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5.2.1. Criterios de inclusién

- Ninos/as con Ol;

- Con edad inferior o igual a los 18 afos;

- Con una historia clinica de salud y odontolégica completas;

- En el caso de la muestra de pacientes en denticion temporal, todos
los dientes debian ser temporales.

- Con serie fotografica completa realizada por un centro de
diagnéstico bucodental en Madrid;

- Con estudio radiografico que incluye radiografia lateral y radiografia
panoramica de calidad suficiente;

- Consentimiento del menor y consentimiento paterno. (ANEXO 1)

5.2.2. Criterios de exclusion

Como el motivo de la investigacion era la evaluacion fotografica y
radiografica de la oclusion de los pacientes de la muestra, se excluyeron del
estudio aquellos ninos/as cuyas fotografias no habian sido realizadas bajo un
protocolo estandarizado o la calidad de las mismas no permitia un diagnéstico

visual correcto.

Fueron excluidos de la muestra pacientes en vias de investigacién de la
enfermedad al no tener un diagnéstico claro de la misma.
En la muestra de pacientes en denticion temporal, fueron excluidos pacientes

cuya denticién no fuera totalmente temporal.
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5.3. Material

Al tratarse de un tema novedoso, no existen estudios piloto, tan solo
existen dos articulo en referencia a las maloclusiones y la Osteogénesis
Imperfecta, es el caso del articulo de Jean Rizkallah et al °' donde se analizaron

49 pacientes con Ol y maloclusién dental y el articulo de Jabbour et al *°

cuyo
objetivo fue investigar la relacién entre el genotipo en Ol y la severidad de la

maloclusién en un colectivo de 49 pacientes con Ol.

Hemos contado con la ayuda de la Asociacién Nacional Huesos de Cristal
Ol (AHUCE) y la de la Asociacién Madrilefia de Osteogénesis Imperfecta (AMOI),
para la estimacion del tamano muestral, siendo este en torno a 60 pacientes, en

base a los afiliados a dichas organizaciones.

En el Departamento de Especialidades Clinicas Odontolégicas de la
Facultad de Odontologia de la Universidad Complutense de Madrid se cuenta
con un total de 113 pacientes con Ol que en algin momento han acudido a
consulta por cualquier motivo, de tal manera que tras aplicar los criterios de
inclusién y exclusién, la muestra final la forman 8 pacientes en denticién
temporal (5 nifias y 3 nifos) y 41 pacientes en denticién mixta y adulta (20 nifias
y 21 ninos) con los tres tipos de Ol de Sillence y de edades (en el momento de la

toma de registros) comprendida entre 4 y 18 afos.
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Paciente Edad (afos ) Sexo Tipo de Ol
1 11 anos Femenino 1l
2 13 anos Masculino v
3 9 anos Masculino I
4 16 anos Femenino 1l
5 13 anos Femenino v
6 11 anos Masculino I
7 9 anos Masculino I
8 13 anos Masculino I
9 8 anos Femenino 1l
10 11 anos Masculino I
11 9 anos Masculino v
12 14 anos Femenino v
13 8 afos Masculino I
14 11 anos Masculino I
15 16 anos Femenino 1l
16 7 anos Femenino I
17 9 anos Masculino I
18 14 anos Masculino v
19 8 anos Femenino 1l
20 14 anos Masculino I
21 9 anos Femenino 1l
22 7 anos Masculino I
23 14 anos Femenino I
24 22 anos Masculino v
25 14 anos Masculino v
26 18 anos Femenino 1l
27 17 anos Femenino 1l
28 6 anos Femenino I
29 10 anos Femenino 1l
30 10 anos Femenino I
31 8 anos Femenino \Y
32 16 anos Femenino 1l
33 17 anos Masculino I
34 14 anos Femenino I
35 11 anos Femenino I
36 7 ahos Masculino Vv
37 11 anos Femenino I
38 11 anos Masculino I
39 14 anos Masculino I
40 8 anos Masculino v
41 8 afos Masculino I

Tabla 19. Muestra final de nifios con Ol (denticion mixta y adulta)
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A continuacion se describe la muestra final de pacientes con Ol en

denticién temporal (Tabla 20)

Paciente

1T
2T
3T
4T
5T
6T
7T
8T

Edad

7 anos
4 anos
4 anos
7 anos
5 anos
7 anos
7 anos
5 anos

Sexo Tipo Ol

Masculino v
Femenino I
Masculino I
Femenino I
Femenino 1l
Femenino I
Femenino -1V
Masculino I

Tabla 20. Muestra final de nifios con Ol (denticién mixta y adulta)

En la Tabla 21 se muestra como se distribuyen los pacientes segtn el tipo

de Ol, ademas de especificarse el género y edad promedio.

Tipo Total
de Ol
I 18
Il 19
A% 10
V 2

Mujeres Hombres Edad promedio
(anos)
10 8 8,67 anos
11 8 12,11 anos
3 7 12,10 anos
1 1 7,5 anos

Tabla 21. Muestra de niios estudiados segtn el tipo Ol, género y edades promedio
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5.4. Muestra de controles

Con el fin de disponer de datos propios, que puedan paliar la variabilidad
observada e incrementar la fiabilidad del estudio, hemos tomado 1 control sano
pareado por edad (afos y meses), género y maloclusiéon por cada nifio/a con Ol.
La selecciéon de la muestra de nifos sanos se realizé a partir de los archivos de
datos de un Centro de Diagnéstico Bucofacial en Madrid. Todos los pacientes
disponian de un estudio fotogréafico, y un subgrupo de 25 pacientes radiografias

laterales y panoramicas de alta calidad.

5.4.1. Criterios de inclusion

Para su seleccién se tuvieron en cuenta los siguientes criterios de inclusion:

* Nifos y nifas sanos (sin enfermedades sistémicas diagndsticadas), de raza
blanca.

*  Misma edad (ahos) y género que cada paciente con Ol.

* En denticiéon permanente, 35 pacientes con Clase Il molar (20 nifas con
una media de edad 11,28 anos y 15 ninos con una media de edad de
10,25 anos) y 6 pacientes con Clase | molar (1 nifia con edad de 10 afios 5
ninos con una media de edad de 12.25 anos) al igual que la muestra de
pacientes de Ol. En denticién temporal, 5 nifas (con una media de edad
de 5,2 afos ) y 4 nifos (con una media de edad de 4 afos) al igual que la

muestra de pacientes con Ol.

La eleccion de los pacientes se llevo a cabo aleatoriamente de su base de
datos, codificando el nombre de acuerdo con la ley orgédnica de proteccion de
datos, nombrandolos como Masculino/Femenino, seguida de la edad en afos.
Una vez obtenidos los pacientes sanos, se analizaron también los registros
fotograficos y radiograficos de acuerdo a la misma metodologia empleada con la

muestra de estudio , pacientes con Ol.
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5.4.2. Criterios de exclusion

Como el motivo de la investigaciéon era la evaluacién fotografica y
radiografica de la oclusion de los pacientes de la muestra, se excluyeron del
estudio aquellos ninos/as cuyas fotografias no habian sido realizadas bajo un
protocolo estandarizado o la calidad de las mismas no permitia un diagnéstico
visual correcto.

También fueron excluidos pacientes con historia médica de otro tipo de

enfermedad.

5.5. METODO

5.5.1. DENTICION PERMANENTE. iNDICE DE DISCREPANCIA

Los registros forman parte de un protocolo de andlisis diagndstico para

posterior tratamiento con ortodoncia.

En el caso de pacientes en denticiéon permanente y mixta, el analisis de los
registros fotograficos y radiolégicos se llevara a cabo utilizando el indice de
discrepancia (ID), no se emple6 el Kit de la ABO para la toma de registros
estandarizados, pero se siguieron las instrucciones de la ABO (Cangialosi, Riolo,

2004; ABO 2011).
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En este indice se encuentran estandarizados varios criterios relativos a
factores oclusales, gracias a sus mediciones permiten evaluar la complejidad de

los casos de ortodoncia. Los criterios empleados son:

* Resalte u Overjet.

* Sobremordida u Overbite

* Mordida Abierta Anterior

* Mordida Abierta Lateral

* Mordida Cruzada Posterior Bucal

* Mordida Cruzada Posterior Lingual

*  Oclusion.

* Apinamiento.

* Otros (agenesias, supernumerarios, diastemas y discrepancias de lineas

medias)

Estas medidas serdn recogidas en una plantilla de evaluacién (Fig.9) la cual
seran individuales de cada paciente, recogiendo los distintos pardametros junto

con la puntuacion total del Indice de Discrepancia.
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PLANTILLA DE TOMA DE DATOS (INDICE DE DISCREPANCIA)

PUNTUACIONTOTALID: | | PACIENTE: B

O0mm (borde a borde) 1 punto 1-3mm 0 puntos

1-3mm 0 puntos 3.1-5mm 2 puntos

3.1-5mm 2 puntos 3 puntos

Impactacién de incisivos
inferiores en paladar

7.1-9 mm 4 puntos PUNTUACION TOTAL

>9 mm 5 puntos ”
OCLUSION Puntuacién I.D
Resalt i 1 punto/mm/diente en
csalte negativo resalte en negativo 0 puntos
PUNTUACION TOTAL ndencia Clase II o III 2 puntos

Clase IT o IIT 4 puntos

Clase IT o III completa 1 punto por mm

PUNTUACION TOTAL

5.1 -7 mm 3 puntos 5 puntos

APINAMIENTO | Puntuacién I.D

0 -3 mm 1 punto
MORDIDA ABIERTA

3.1 -5mm 2 puntos ANTERIOR Puntuaciéon 1.D

. R 0 mm (borde a borde) 1 punto
7 puntos T

PUNTUACION TOTAL abierta y diente implicado 2puntos
PUNTUACION TOTAL

MORDIDA CRUZADA |, . o
POSTERIOR LINGUAL | = thtuacton L.

MORDIDA ABIERT.

LATERAL Puntuac 1.D

=%
=

P tr dient
(0) me IOSY 1ente lpunto

limetros y diente 2 puntos

PUNTUACION TOTAL PUNTUACION TOTAL

CEFALOMETRIA

MORDIDA CRUZADA
POSTERIOR BUCAL

ANB >6 0 <-2 4 puntos
SN - GO -GN 27°-37° 0 puntos

SN-GO-GN >37° 2 puntos por cada grado
SN -GO -GN <27° 1 punto por cada grado

IMPA > 98° 1 punto por cada grado

PUNTUACION TOTAL PUNTUACION TOTAL

Dientes supernumerario 1 punto/ diente super

Puntuacion I.D

Por milimetros y diente

cruzado #puntos

Dientes permanente anquilosado/ Diente impactado/ Agenesia 2 puntos/ diente
Discrepancia de lineas medias (> 3 mm) 2 puntos

Diastemas generalizados 2 puntos

PUNTUACION TOTAL

Fig.9. Plantilla de evaluacion diagnéstica indice de Discrepancia
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En cada uno de los casos se recogerd la distancia en milimetros observada
en las fotografias y radiografias, la cual estara englobada dentro de un rango.
Podemos considerar 4 grados de dificultad segin la puntacién del ID (Tabla 22).
A cada puntuacion del ID se le dara una puntuacién ordinal para facilitar el

posterior analisis estadistico.

DIFICULTAD PUNTUACION
Dificultad baja Entre O y 7 puntos
Dificultad moderada-baja Entre 8 y 15 puntos
Dificultad moderada-alta Entre 16 y 25 puntos
Dificultad alta Mas de 26 puntos

Tabla 22. Grados de dificultad segtin la puntuacién ID

En este caso los registros que se analizaran corresponden a la serie
fotografica estandarizada, la cual es realizada previa al tratamiento de ortodoncia.
La radiografia lateral de craneo también servira para la recoleccién de parametros
cefalométricos , ademas de la ortopantomografia para la deteccion de anomalias

6seas y dentarias. (Fig.10)
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Figura 10. Serie fotografica estandarizada (Denticién permanente y mixta)
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Para completar y analizar correctamente las fotografias con las que
contamos, es preciso tener muy claro como se mediran los distintos parametros y

que puntuaciones se les dard a cada uno.

1. Resalte u Overijet.

Es la distancia que existe en sentido anteroposterior entre los dientes
anteriores superiores (incisivos centrales y laterales) y los dientes antero
inferiores (incisivos centrales y caninos). La puntuacion se mide desde la cara
palatina del incisivo superior mas vestibulizado hasta la cara vestibular del
incisivo inferior mas vestibulizado. Este valor serd registrado en las

radiografias laterales de craneo.

o Resalte de 0 mm (borde a borde): 1 punto

o Resalte de 1-3 mm: O puntos

o Resalte de 3-5 mm : 2 puntos

o Resalte de 5.1-7 mm: 3 puntos

o Resalte de 7.1-9 mm: 4 puntos

o Resalte mayor a 9.1 mm: 5 puntos.

o Resalte invertido: En el caso de resalte invertido anterior, teniendo en
cuenta como dientes implicados los comprendidos entre canino vy
canino, seran medidos como la distancia entre la cara vestibular del
incisivo superior hasta la cara palatina del incisivo inferior
considerandose ambos los mas vestibularizados. Se dara un punto por

milimetro y diente en mordida cruzada anterior.
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2. Sobremordida u Overbite

Es la superposicion en sentido vertical de los incisivos, la cual es medida
del borde incisal de los incisivos superiores al borde incisal de los incisivos
inferiores. Para mayor precision en la medicién, este dato sera recogido en la

radiografia lateral de craneo.

o Sobremordida hasta 3 mm: 0 puntos.

o Sobremordida de 3.1-5 mm: 2 puntos.

o Sobremordida de 5.1-7 mm: 3 puntos.

o Incisivos inferiores estan en contacto con el paladar (100%

sobremordida): 5 puntos

3. Mordida abierta anterior

Se define como el resultado de un desarrollo vertical insuficiente para
permitir que los dientes superiores se encuentren con su antagonista. En este
caso sera medida desde el borde incisal del incisivo superior al borde incisal

del incisivo inferior.

o Si la relacién de los incisivos superiores e inferiores es borde a
borde (sobremordida = 0 mm): 1 punto por diente implicado
o Por cada milimetro de mordida abierta (>1 mm): 1 punto por cada

diente maxilar que se encuentre implicado.

No se puntuaran aquellos dientes parcialmente erupcionados o aquellos

que se encuentren fuera de arcada por falta de espacio.
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4. Mordida abierta lateral

Llamamos mordida abierta lateral a aquellos dientes desde el primer
premolar superior al tercer molar cuyo contacto con el diente antagonista
supera la distancia de 1 mm. Se puntuardn con 2 puntos cada milimetro de

mordida abierta y por diente implicado.

5. Apihamiento

Es la consecuencia de la discrepancia entre la longitud de la arcada
disponible y la longitud de la arcada necesaria representada por la suma de
los didmetros mesiodistales de las piezas dentarias. Para contabilizar el
apifiamiento siempre se cogerd de referencia la arcada mds apifiada y sera
medida desde mesial del primer molar derecho hasta mesial del primer molar

izquierdo.

Apinamiento de entre 1-3 mm: 1 punto.
Apinamiento de entre 3.1-5 mm: 2 puntos.
Apinamiento de entre 5.1-7 mm: 4 puntos.
Apinamientos por encima de 7 mm: 7 puntos.

O O O O

6. Oclusién

Se refiere a la adecuada relacién del maxilar superior con el inferior y la
relacion que existe entre los dientes. Para clasificar la oclusion, se empleara la
clasificacién de Angle.

o Si la cispide mesiovestibular del primer molar superior ocluye en la
fosa central del primer molar inferior: 0 puntos.

o Si la relacién oclusal molar termina en clspide a cuspide con
tendencia hacia la Clase Il o Clase Il sin llegar a serlo por
completo: 2 puntos por lado.

o Sila relacién oclusal molar implica una Clase Il o Clase Ill: 4 puntos
por lado.

o Sila relacién oclusal molar implica una Clase Il completa o Clase IlI

completa: 1 punto adicional se le dara por lado.
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7. Mordida cruzada posterior lingual

Cuando un diente maxilar (desde el primer premolar al segundo molar) se
encuentra en una relacién lingual donde la cuspide vestibular del diente
maxilar se encuentra a una distancia por encima de T mm de la cuispide
vestibular del diente antagonista, se considera que se encuentra en mordida
cruzada posterior lingual y se puntuard con 1 punto por cada diente

implicado. (Fig.11)

Fig.11. Mordida cruzada posterior lingual

8. Mordida cruzada posterior bucal

Cuando un diente maxilar (desde el primer premolar al segundo molar) se
encuentra cruzado hacia vestibular, es decir, que la cispide palatina del
diente maxilar se encuentre >1 mm con respecto a la clspide bucal del diente
opuesto, se puntuard como 2 puntos por milimetro cada diente implicado.

(Fig.12)

Fig.12. Mordida cruzada posterior bucal
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9. Cefalometria

Se mediran tres valores correpondientes a :
Angulo ANB: Esta formado por los planos Nasion-Punto A y Nasion-Punto
B. Nos indica la discrepancia anteroposterior entre el maxilar y la
mandibula.

o Angulo ANB es =6° 6 2°< se catalogara con 4 puntos.

Angulo SN-Plano Mandibular: Es el 4ngulo formado por el plano
mandibular (Go-Gn) y el plano S-N. Indica el tipo de crecimiento
mandibular

o Angulo SN-Plano Mandibular entre 27° y 37° sumard 2 puntos.

o Por cada grado >38° sumara 2 puntos por grado.

o Por cada grado <26° sumara 1 punto.

Angulo IMPA: Es el angulo que establece la posicion del incisivo inferior
en relacion al plano mandibular.
o Se asignara un punto por cada grado que se encuentre por encima

de 98°.
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10.Otros

* Dientes supernumerarios

Seran puntuados como 1 punto por cada diente supernumerario que

se observe radiograficamente.
* Anquilosis de dientes permanentes

Serd puntuado como 2 puntos por cada diente anquilosado que se

observe radiograficamente.

* Morfologia anémala dental. Se puntuard con 2 puntos por diente
anémalo.

* Impactacion de dientes. Dos puntos por cada diente impactado
(excepto terceros molares).

* Agenesias (excepto de terceros molares)

o No congénitas: 1 punto por diente.
o Congénitas: 2 puntos por diente.

* Discrepancia de lineas medias. Si la linea central que pasa por los dos
incisivos superiores e inferiores medida en referencia al plano
horizontal, no coindice, la discrepancia entre ambas se le dara la
puntuacion de 2 puntos por cada 3 mm de discrepancia o superior.

* Diastemas. Para diastemas generalizados en los cuales exista mas de
0,5 mm de espaciado entre cuatro dientes o mas, se puntuard con 2
puntos.

* Erupciones ectdpicas. 2 puntos por diente ectépico.
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1. Historia médica:

a. Enfermedades relevantes.

b. Farmacos.

C.

Habitos y respiracion.

5.5.2. DENTICION TEMPORAL. Método de Analisis Temporal

2. Exploracion intraoral. Método de Analisis Temporal: Se analizaran los

siguientes campos relevantes (Fig.11).

R e PUNTUACION INDICE MALOCLUSION PUNTUACION CASO
ACTIVOS
S1:1PUNTO
APINAMIENTO INCISIVO MO 10 PUNTDS
SI:0 PUNTOS
DIASTEMAS INTERINCISIVOS | ("0 1 .
S1: 0 PUNTOS
ESPACIOS PRIMATE N0 1 FUNTD
PROBLEMAS EN EL PLANO
= PUNTUACION INDICE MALOCLUSION PUNTUACION CASO
EDONDA: O PUNTOS ;
FORMA DE ARCADA | CUADRADA: 1 PUNTO :
........................................ CTRIANGULAR : 2 PUNTOS e
MORDIDA CRUZADA | SI:2 PUNTOS
POSTERIOR BILATERAL | NO : 0 PUNTO i
MORDIDA CRUZADA  : S1: 1 PUNTOS
POSTERIOR UNILATERAL i NO : 0 PUNTO :
MORDIDA CRUZADA 113 PUNTOS ‘
ANTERIOR/BORDE A BORDE ; NO : 0 PUNTOS
PROBLEMAS EN EL PLANO
ER B PUNTUACION INDICE MALOCLUSION PUNTUACION CASO
| RESALTE AUMENTADO: 3 PUNTOS
| RESALTE INVERTIDO: 3 PUNTOS
RELACION INCISAL | SOBREMORDIDA: 3 PUNTOS
: MORDIDA ABIERTA: 3 PUNTOS
| CLASE I: 0 PUNTOS
RELACION CANINA | CLASE Il: 2 PUNTOS
LASE I1I: 3 PUNTOS
SCALON DISTAL: 0 PUNTOS
| PLANO TERMINAL RECTO: 1 PUNTO
RELACION MOLAR | ESCALON MESIAL CORTO : 2 PUNTOS
| ESCALON MESIAL LARGO : 3 PUNTOS

Fig 11. Plantilla de evaluacion Método de Andlisis Temporal
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Problemas oclusales activos

a. Apinamiento incisivo
Cuando se encuentran presentes los llamados diastemas
interincisivos y existe una discrepancia 6seo dentaria negativa, ya sea por
una anchura mayor de los dientes anteriores primarios, por una falta de
crecimiento alveolar o a una combinaciéon de ambos. Se registrard la
arcada mas apifada, dando una puntuacion de 1 punto en caso de

apifamiento y 0 puntos en caso de no apifiamiento.

b. Diastemas interincisivos
Espacios registrados de canino a canino temporal tanto superior
como inferior. La presencia de espacios interincisivos recibird una

puntuacion de 0 puntos y la ausencia de los mismos 1 punto.

c. Espacios primate
En el caso de la arcada superior se buscardan a mesial del canino
temporal y en la arcada inferior a distal del canino temporal. En caso de
existir espacios primate se dara 0 puntos y de no existir una puntuacién de

1 punto.
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b. Problemas en el plano transversal

a. Forma de arcada
En base a la forma de arcada, se dard una puntuacion de 0 puntos
en caso de arcada redonda u ovalada; 1 punto en caso de arcada cuadrada
y 2 puntos en caso de arcada en forma triangular. Se tomard como
referencia la arcada con forma de arcada que menos se asemeje a la

arcada ovalada/redonda.

b. Mordida cruzada posterior bilateral
Se dardn 2 puntos en caso de mordida cruzada bilateral y 0 puntos

si no existe.

¢. Mordida cruzada posterior unilateral
Se dard 1 punto por mordida cruzada posterior ya sea del lado

derecho e izquierdo y O puntos en caso de no existir.

d. Mordida cruzada anterior/borde a borde

Se daran 3 puntos en caso de relacién incisal e borde a borde o

mordida cruzada anterior y O puntos en caso de resalte correcto.
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c. Problemas en el plano sagital y vertical
a. Relacién incisal

Podemos encontrar un resalte aumentado donde los incisivos
superiores se encuentran mas adelantados en el plano sagital que los
inferiores, existiendo un resalte positivo, en este caso se puntuara el caso
con 3 puntos; o por el contrario, donde los incisivos inferiores se
encuentran mas adelantados que los superiores, creando un resalte
aumentado negativo, en este caso también se puntuara el caso con 3

puntos.

En la relacién vertical, los incisivos pueden encontrarse muy
solapados donde los incisivos superiores cubran por completo al ocluir los
incisivos inferiores, en este caso estaremos frente a una sobremordida
aumentada a lo que se le dard una puntuacién de 3 puntos. Si por el
contrario la relacion vertical de incisivos superiores e inferiores careciese
de contacto y solapamiento, existiendo un espacio entre el borde incisal
del incisivo superior y el inferior, estariamos frente a una mordida abierta

anterior puntuada con 3 puntos.

b. Relacion canina

En la relaciéon canina temporal la clspide del canino superior
ocluye sagitalmente a nivel del punto de contacto entre el canino y el
primer molar inferior. Cuando se establece una Clase canina | se dard 0
puntos; en caso de Clase Il canina se dardn 2 puntos y en caso de Clase IlI

canina se daran 3 puntos.
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c. Relacion molar

- Plano vertical recto: La superficie distal de los dientes superiores e
inferiores esta nivelada, por lo tanto, situada en el mismo plano vertical . 1
punto.

- Escalén mesial : La superficie distal de los molares inferiores es mas
mesial que el superior. Puede ser corto, en ese caso se daran 2 puntos y en
el caso de ser escalén mesial largo 3 puntos.

- Escalén distal: La superficie distal de los molares inferiores es mas distal

de los superiores. O puntos.

En funcién de la puntuacién obtenida tras la exploracion, la dificultad del

tratamiento en denticién temporal sera:

DIFICULTAD PUNTUACION

DIFICULTAD BAJA ENTREOY 7 PUNTOS

DIFICULTAD MEDIA ENTRE 8 Y 14 PUNTOS

DIFICULTAD ELEVADA |> 15 PUNTOS

Tabla 22. Grados de severidad de maloclusion en Método de Analisis Temporal
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3. Exploracién radiografica:

Entre todas las pruebas complementarias de que disponemos hoy en dia, el
examen radiolégico es, sin lugar a dudas, el método auxiliar que mas informacién
nos va a dar para realizar un diagnostico correcto y un plan de tratamiento
adecuado.

Las radiografias serdn necesarias como complemento al examen clinico y
serviran para diagnéstico de caries interproximales, anomalias en los maxilares o
en la denticion en desarrollo.

Con el fin de localizar los siguientes hallazgos radiograficos se necesitara
de una radiografia panordmica y si se tuviera una radiografia lateral de craneo
para poder realizar las mediciones cefalométricas. Hallazgos radiograficos:

* Dientes supernumerarios.

= Anquilosis de dientes permanentes.

* Morfologia anémala dental.

* Impactacién de dientes (excepto terceros molares).

= Agenesias (excepto de terceros molares).

» Discrepancia de lineas medias: La linea media para cada
uno de los arcos se establece como la linea central que pasa
por los dos incisivos tanto maxilares como mandibulares, los
cuales tienen que coincidir.

* Erupciones ectépicas.
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5.6. METODO ESTADISTICO

El andlisis estadistico sera dividido en dos grupos, en primer lugar se
analizaran los resultados obtenidos de la "Muestra en DENTICION MIXTA Y
PERMANENTE", de un subgrupo de esta muestra, serdn analizados los registros
correspondientes a analisis cefalométrico, se denominara "Muestra SUBGRUPO".
Por otro lado seran analizados los resultados de la "Muestra DENTICION
TEMPORAL".

El analisis estadistico de los datos se realiz6 con el programa SPSS 25.0 para

Windows.

Se realiz6 un Test de Kolmogorv-Smirnov para una muestra (procedimiento
NPAR TEST) para determinar si las variables cuantitativas del estudio provienen
de una distribucién normal. (Ferrdn, 1996). En este caso, no sigue una
distribucién normal, de tal manera que se aplicaran:

- Test no paramétricos de Kolmogov-Smirnov con la prueba
Mann-Whitney y Wilcoxon para la comparaciéon de la medida
de la variable cuantitativa entre el Grupo Control y Grupo de Ol
(Ferran, 1996)

- Test no paramétrico para muestras no relacionadas con la
prueba de Kruskal-Wallis y para la comparacién de las variables
cuantitativas entre el grupo control y los diferentes subgrupos
dentro de la Ol (Ol tipo I, Ol tipo Ill, Ol tipo IV Y Ol tipo V).

(Ferran, 1996)
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Ademas de los tests mencionados, se realizaron también el Andlisis de la
Varianza, ANOVA para la comparacion de multiples medias en el caso de las
comparativas entre grupo control y los diferentes subgrupos dentro de los tipos de
Ol, asi como el test de la T- de Student para la comparacién de las medias
cuantitativas entre el grupo control y el grupo de OI, aun sabiendo que esta
muestra no cumple criterios de normalidad, pero en vistas de beneficiarnos de

tablas descriptivas no presentes en test no paramétricos.

Fueron realizadas pruebas de Chi-cuadrado para contrastar la
independencia o influencia entre dos variables cualitativas, con informacién en
cada casilla de la tabla de contingencia del porcentaje en fila y los residuos
corregidos no tipificados para ayudar a descubrir las trama en los datos que

contribuyen a una influencia significativa (Everitt, 1992 y Ferran, 1996)
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6. RESULTADOS
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6. RESULTADOS

Se aplicé el Indice de Discrepancia en la muestra de pacientes con Ol en
denticién mixta y permanente (DP); por otro lado el Método de Analisis Temporal
para la muestra de pacientes con Ol en denticién temporal (DT). Las tablas de
resultados se encuentran en el ANEXO V y VI. Se expone un ejemplo de paciente
en DT en el ANEXO VIl y de paciente en DP en ANEXO VIII ambos con su
respectiva plantilla de evaluacién de la maloclusién. De igual manera fueron
aplicados dichos indices a los grupos control en denticién mixta y permanente; y
en grupo control en denticién temporal. Los resultados fueron analizados

mediante analisis estadistico con el programa SPSS 25.0 para Windows.

En primer lugar se realiz6 un Test de Kolmogorov-Smirnov para una
muestra (procedimiento NPAR TES) para determinar si las variables cuantitativas
del estudio provienen de una distribucién normal. En este caso, no siguen una
distribucién normal, de tal manera que para el andlisis de los resultados tanto del
grupo en denticiéon mixta y definitiva como en grupo denticién temporal, fue
necesario aplicar :

e Test no paramétricos de Kolmogorov- Smirnov con la prueba Mann-
Whitney y Wilcoxon para la comparacién de la medida de la variable
cuantitativa entre el grupo control y grupo Ol. (Ferran,1996)

e Test no paramétrico para muestras no relacionadas con la prueba de
Kruskal-Wallis y para la comparaciéon de las variables cuantitativas
entre el grupo control y los diferentes subgrupos dentro de la Ol (tipo |,

tipo lll y tipo 1V). (Ferran,1996)
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6.1  Denticiéon mixta y definitiva.
6.1.1.  Descripcion de la muestra de Osteogénesis Imperfecta
La muestra de pacientes con osteogénesis imperfecta en denticion mixta y
definitiva esta formada por un total de 41 pacientes , 20 mujeres y 21 hombres,
con una media de edad de 11,61 afos. Estando representados los diferentes tipos
de Ol en los siguientes porcentajes: Ol tipo | (n=13; 31,70%); Ol tipo Il (n=18;

43,90%); Ol tipo IV (n=8; 19,51%); Ol tipo V (n=2, 4,87%).

Dentro del grupo Ol denticién mixta y definitiva, se analizara un subgrupo
(n=25; 13 mujeres y 12 hombres) de pacientes que poseen radiografias y datos
del andlisis cefalométrico, a partir de ahora " MUESTRA SUBGRUPQO" . En este
subgrupo los tipos de Ol se encuentran representados en los siguientes
porcentajes: Ol tipo | (n=10; 40%); Ol tipo Il (n=9;36%) y Ol tipo IV (n=6; 24%).

En este subgrupo no habian individuos con Ol tipo V.

Tras aplicar el Indice de Discrepancia (ID) al total de la muestra y tras

obtener resultados de las diferentes variables, nos encontramos frente a una

muestra con las siguientes caracteristicas:
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*  Oclusién
La oclusién en la muestra total se distribuye de la siguiente manera:
o 34,1% de la muestra presenta Clase | de Angle.
o 4,9% de la muestra presenta Clase Il de Angle.

o 61,0% de la muestra presenta Clase Ill de Angle.

Segun los diferentes tipos de Ol, la distribucién de la maloclusion es:

= Ol tipo I: La mayoria de los pacientes presentan Clase | (61,5%); un bajo

porcentaje presentan Clase Il (7,7%) y algunos pacientes presentan Clase

1 (30,8%).

= Ol tipo III: En su mayoria los pacientes presentan una Clase Il (77,8%) y

algunos pacientes presentan Clase | (22,2%); ningln paciente de la

muestra presentaba Clase II.

= Ol tipo IV: En su mayoria los pacientes de este grupo presentan una

Clase lll (75%) y un bajo porcentaje Clase I y 11 (12,5% respectivamente)

= Ol tipo V: De los dos pacientes que conforman la muestra, uno presenta

Clase | y el otro Clase IlI.
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* Resalte

En el grupo Ol nos encontramos con diferentes tipos de resaltes en base a
los distintos tipos de OI. Por lo general, un resalte adecuado es aquel que se
encuentra comprendido entre 2-3 mm, tal y como se ve reflejado en el grupo Ol
tipo |, en contraposicion, el grupo Ol tipo Il presenta resalte invertido y el tipo IV

resalte borde a borde, tal y como se muestran en los resultados a continuacioén:

- Tipo I: (n=13; 31,70%) presenta una media de 1,62 mm de resalte.

- Tipo HI: (n=18; 43,90%) presentan resalte negativo , cuya media en
negativo de 1,50 mm.

- Tipo IV (n=8; 19,51%) presentan una media de 0,5 mm de resalte.

- Tipo V: (n= 2; 4,87%) los individuos presentan resaltes muy distintos,
uno de ellos con resalte positivo de 5 mm y el otro resalte negativo con

-5 mm.

* Sobremordida

La sobremordida adecuada en un individuo es de 1/3 de entrecruzamiento
interincisivo, lo que se traduce en 2-3 mm de sobremordida. En el grupo Ol,
los tipos I, 1ll'y IV (95,13% de la muestra) presentan sobremordida todas ellas
con una media de 2 mm. En el grupo Ol tipo V (4,87%), la media es de 0 mm

viéndose alterada en este grupo de pacientes.
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* Apifamiento

El apifamiento va a variar segln el tipo de Ol. Los mayores apifnamientos
son registrados en la Ol tipo | (media 3,62 mm) y en el tipo V (media 4,00
mm) mientras que los tipos lll y IV no superan un apifiamiento de mas de 2,80

mm.

* Mordida Abierta Lateral
La mordida abierta lateral se ve alterada en los grupos Ol tipos Il (media
3,98 mm) y tipo IV (media 6,50 mm), es decir, en el 48,77% de la muestra.

Las Ol tipo I y V no presentan mordidas abiertas laterales.

* Mordida Abierta Anterior

En los pacientes tipo | y IV (el 36,54% de la muestra) no presentan
mordida abierta anterior. El grupo que mayores mordidas abiertas anteriores
presenta es el tipo V (4,87% de la muestra) con mordidas abiertas anteriores
que superan los 5 mm. En los tipos Il (el 43,70% de la muestra) presentan mas

de 2 mm de mordida abierta anterior.

*  Mordida Cruzada Posterior Bucal

No existen mordidas cruzadas posteriores grupo Ol, siendo la media en el

grupo Ol de 0,02 mm de mordida cruzada posterior bucal.
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* Mordida Cruzada Posterior Lingual

En el total de la muestra, el 46,3% de los pacientes presentan mordida
cruzada posterior bilateral; el 26,8% presentan una mordida cruzada posterior
unilateral y el 26,8% no presentan mordida cruzada posterior lingual. Las

diferencias también se establecen dentro de los distintos tipos de OlI.

= Ol tipo I: el 46,2% no presentan mordida cruzada posterior lingual
mientras que el 30,8% presentan mordida cruzada unilateral y el
23,1% mordida cruzada bilateral.

= Ol tipo Ill: el 55,6% presentan una mordida cruzada posterior
bilateral, mientras

= Ol tipo IV: el 75% presentan una mordida cruzada bilateral y el 25%
mordida cruzada unilateral.

= Ol tipo V: el 50% presenta una mordida cruzada unilateral y el 50%

no presenta mordida cruzada posterior.
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Puntuacién Total del indice de Discrepancia

En el grupo de Ol el 68,30 % correspondientes con los tipos Ill, IV y V de

Ol presentan puntuaciones elevadas con un grado de dificultad de tratamiento

alto, mientras que el 31,70% (Ol tipo I) presenta una dificultad de tratamiento

moderada-baja.

Se realiz6 la prueba de Chi-cuadrado para contrastar la independencia o

influencia entre dos variables cualitativas, en este caso sobre el género del grupo

control y grupo Ol (Tabla 22) . Se trata de una distribucién homogénea en cuanto

al género, pues no se detectaron diferencias estadisticamente significativas al 95%

entre el grupo control y grupo Ol con un p=0,825.

Tabla cruzada
GENERO Total
F M

Grupo | Control Recuento 21 20 41
% dentro de Grupo 51,2% 48,8% 100,0%

Residuo corregido ,2 -2
Ol Recuento 20 21 41
% dentro de Grupo 48,8% 51,2% 100,0%

Residuo corregido -2 ,2
Total Recuento 41 41 82
% dentro de Grupo 50,0% 50,0% 100,0%

Tabla 22. Andlisis comparativo del género en grupo control y grupo Ol
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Se realizé un test de la T-de Student y una prueba de U de Mann-Whitney
(Tabla 23) para verificar la homogeneidad en cuanto a la edad de los pacientes
del grupo control en denticién mixta y permanente frente a los pacientes con Ol.
No se encontraron diferencias significativas al 95% (T-de Student p=0,717 vy
Mann-Whitney p=0,290) entre la edad del grupo control (media de 10,70 afos) y

la edad del grupo OI (media de 11,61 afos).

Grupo Media Desviaciéon | Desv. error

estandar promedio
EDAD Control 41 10,78 3,350 0,523
Ol 41 11,61 3,625 0,566

Tabla 23. Andlisis comparativo de la edad en el Grupo Control y Grupo

Ol
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Debido a que la muestra del grupo control fue pareada en edad y género
con el grupo control, no se encontraron diferencias estadisticamente
significativas. Esto mismo ocurre entre los distintos tipos de Ol, donde no existen
diferencias significativas al 95% (p=0,676 en la prueba de Chi-cuadrado) en
cuanto al género entre los grupos control, grupo Ol tipo I, grupo Ol tipo llI,

Grupo Ol tipo IV y grupo Ol tipo V (Tabla 24).

Tabla cruzada

GENERO Total
F M
TIPO Ol Control Recuento 21 20 41
% dentro de TIPO Ol 51,2% 48,8% 100,0%
Residuo corregido 2 -2
| Recuento 7 6 13
% dentro de TIPO Ol 53,8% 46,2% 100,0%
Residuo corregido 3 -3
1l Recuento 10 8 18
% dentro de TIPO Ol 55,6% 44,4% 100,0%
Residuo corregido ,5 -5
v Recuento 2 6 8
% dentro de TIPO Ol 25,0% 75,0% 100,0%
Residuo corregido -1,5 1,5
\Y Recuento 1 1 2
% dentro de TIPO Ol 50,0% 50,0% 100,0%
Residuo corregido 0 0
Total Recuento 41 41 82
% dentro de TIPO Ol 50,0% 50,0% 100,0%

Tabla 24. Tabla de contingencia para la relacion entre variables de los
Grupos Control, Grupo Ol tipo |, tipo Ill, tipo IV y tipo V.
Para comparar la edad entre el grupo control y grupos Ol tipo |, tipo IlI,
tipo IV y tipo V, se realizé un test no paramétrico para muestras no relacionadas
con la prueba de Kruskal Wallis, ademas de un analisis de la varianza ANOVA, a

pesar de que la muestra no sigue una distribucién normal (Tabla 25).
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95% del intervalo de
confianza para la media
N Media Desviacion Error Minimo Maximo
estandar estandar Limite Limite

inferior superior
Control 41 10,78 3,350 0,523 9,72 11,84 6 17
l 13 9,92 2,565 0,711 8,37 11,47 6 14
1 18 12,50 3,536 0,833 10,74 14,26 8 18
v 8 13,38 4,207 1,487 9,86 16,89 8 22
\% 2 7,50 0,707 0,500 1,15 13,85 7 8
Total | 82| 11,20 3,494 0,386 10,43 11,96 6 22

Grupo Control, Grupo Ol tipo |, tipo IlI, tipo IV y tipo V.

Tabla 25. Andlisis de ANOVA para establecer comparativa de edad entre

En este caso, si existen diferencias significativas al 95% (ANOVA p=0,033

y Kruskal-Wallis p=0,036) en la edad entre los grupos control y grupos Ol tipo |,

tipo 1ll, tipo IV y tipo V. Las diferencias se establecieron mediante la muestra de
Kruskal-Wallis y fueron ajustados mediante la correcciéon de Bonferroni para
varias muestras. Existen diferencias estadisticamente significativas en cuanto a la
edad entre el tipo V de Ol y el tipo 1l (Kruskal-Wallis p=0,032); entre el tipo V de

Ol vy el tipo IV de Ol (Kruskal-Wallis p=0,028); entre el tipo | de Ol y el tipo Il de

Ol (Kruskal-Wallis p=0,040) y por dGltimo entre el tipo | de Ol y tipo IV (Kruskal-

Wallis 0,047).
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6.1.2.. Andlisis comparativo de las variables entre grupo Control y Grupo Ol

Los 41 pacientes con Ol en denticién mixta y permanente, fueron

analizados mediante el Indice de Discrepancia

El Indice de Discrepancia analiza diferentes variables que conforman una
maloclusion para de este modo establecer comparativas en cuanto a la severidad
de la misma entre pacientes. Cada una de las variables es registrada mediante
una puntuacién ordinal que permitird establecer comparativas entre el grupo

control y grupo Ol (Tabla 26). Los resultados de las diferentes variables son :

* Resalte
Debido a que la muestra del grupo control fue pareada en cuanto al tipo
de maloclusién con el grupo Ol, las diferencias en el resalte no son significativas.
Los resultados obtenidos mediante test estadisticos nos dicen por un lado que
existen diferencias significativas al 95% (p= 0,0,040 en la T de Student y pero no
existen diferencias significativas en Mann-Whitney p= 0,333). Siendo las
puntuaciones del resalte de 2,32 para el Grupo Control y de 5,59 para el Grupo

Ol
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e Sobremordida

En la comparativa de la sobremordida del grupo control y grupo Ol, no se
detectan diferencias estadisticamente significativas. Siendo los resultados
estadistico de p=0,243 en la T de Student y p=0,432 en Mann-Whitney. Siendo la

media en la puntuacién del Grupo Control de 0,34 y de 0,61 del Grupo Ol .

* Apifiamiento

Entre el grupo control y grupo Ol no existen grandes alteraciones en
cuanto al apinamiento. Los resultados estadisticos muestran que no existen
diferencias significativas al 95% (p=0,165 en la T de Student y si existen
diferencias significativas en la prueba de Mann-Whitney p=0,0,080) entre Grupo

Control (1,90) y Grupo Ol (1,54).

¢  Oclusion

Debido a que la muestra de grupo control fue pareada en tipo de oclusion

con respecto al grupo Ol, no se encontraron diferencias significativas (p=0,076 en

la T de Student y p=0,188 en Mann-Whitney) en cuanto a la oclusién del grupo

control (2,10) y grupo OI (3,20).
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¢ Mordida abierta lateral (M.A.L)

Llamamos mordida abierta lateral a aquellos dientes desde el primer
premolar superior al tercer molar cuyo contacto con el diente antagonista supera
la distancia de 1 mm. En el caso del grupo control, las puntuaciones de esta
variable son bajas (0,83), mientras que en el grupo Ol son considerablemente

elevadas (11,12). Es por ello que se establece que existen diferencias significativas

al 95% (p= 0,002 en la T de Student y Mann-Whitney p=0,001) .

* Mordida abierta anterior (M.A.A.)

La mordida abierta anterior entre el grupo control y grupo Ol es muy
parecida. Es por ello que los test estadisticos no encuentran diferencias
significativas al 95% (p=0,114 en la T de Student y Mann-Whitney p= 0,058)

entre Grupo Control (1,66) y Grupo Ol (3,56).

* Mordida cruzada posterior bucal (M.C.P.B)

Tanto el grupo control como el grupo Ol no presentaban mordida cruzada

posterior bucal, esto se refleja también en los test estadisticos donde no existen

diferencias significativas al 95% (p=0,160 en la T de Student y Mann-Whitney

p=0,155) entre Grupo Control (0,00) y Grupo Ol (0,10).

147



* Mordida cruzada posterior lingual (M.C.P.L)

La mordida cruzada posterior lingual se encuentra presente en el grupo Ol
en ocasiones como mordida cruzada posterior unilateral (26,8%) y en otras como
mordida cruzada posterior bilateral (46,3%) y lo mismo ocurre con el grupo
control, pues las puntuaciones del indice de discrepancia no detectan diferencias
significativas al 95% (p=0,513 en la T de Student y Mann-Whitney p=0,196) entre

Grupo Control (3,68) y Grupo Ol (2,93).

e  Otros.

En el apartado otros, se registran desde anquilosis de dientes permanentes,
agenesias, desviaciones de la linea media por encima de 3 mm, impactacion de
dientes, erupciones ectopicas y diastemas generalizados. El grupo control, no
presenta tantas alteraciones de este tipo, mientras que en los individuos con Ol
son muy comunes las agenesias, erupciones ectépicas y las anquilosis de dientes
permanentes, tal y como demuestran los test estadisticos donde se demuestra que

existen diferencias significativas al 95% (p= 0,004 en la T de Student y Mann-

Whitney p=0,001) entre Grupo Control (0,44) y Grupo OI (1,93).

Cada una de las variables es registrada mediante una puntuacién ordinal
que permitira establecer comparativas entre el grupo control y grupo Ol (Tabla

26).
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Estadisticas de grupo

Grupo N Media Desv. Desv. Error
Desviacién promedio
EDAD Control 41 10,78 3,350 ,523
Ol 41 11,61 3,625 ,566
RESALTE Control 41 2,32 3,134 ,489
Ol 41 5,59 9,421 1,471
SOBREMORDIDA Control 41 ,34 ,762 ,119
Ol 41 ,61 1,243 ,194
APINAMIENTO Control 41 1,90 1,338 ,209
Ol 41 1,54 1,002 157
OCLUSION Control 41 2,10 2,166 ,338
Ol 41 3,20 3,250 ,508
M.A.L Control 41 ,83 2,235 ,349
Ol 41 11,12 20,293 3,169
M.A.A Control 41 1,66 4316 ,674
Ol 41 3,56 6,269 ,979
M.C.P.B Control 41 ,00 ,000 ,000
Ol 41 ,10 ,436 ,068
M.C.P.L Control 41 3,68 6,597 1,030
Ol 41 2,93 3,259 ,509
OTROS Control 41 44 ,950 ,148
Ol 41 1,93 2,961 ,462
PUNT.TOTAL Control 41 13,27 11,041 1,724
Ol 41 30,56 26,592 4,153

Tabla 26. Estadistica de grupo entre el Grupo Control y Grupo Ol segin las

diferentes variables
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= Puntuacién total indice de Discrepancia

La puntuacién total del Indice de Discrepancia, es el resultado del
sumatorio de las diferentes variables que forman dicho indice. Permite obtener
una puntuacion final sobre el caso de severidad de maloclusién de un caso. En el
grupo control, las puntuaciones medias son de 13,27 puntos, es decir, un grado
moderado-bajo de dificultad de tratamiento. En el caso del grupo OI las
puntuaciones medias son de 30,59 puntos, es decir, un grado alto de dificultad de
tratamiento. Estos datos son respaldados con test estadisticos donde se demuestra
que existen diferencias estadisticamente significativas al 95% (p= 0,001 en la T

de Student y Mann-Whitney p=0,001) entre ambos grupos (Tabla 5) .

6.1.3. Andlisis comparativo de las variables entre grupo control y grupos Ol

tipo I, I, IVy V

Una vez establecidas las variables que presentan las diferencias
significativas entre grupo control y grupo Ol, es necesario determinar entre que
grupos se encuentras dichas diferencias. Para ello se realiz6 un andlisis de
ANOVA para comparar mdltiples medias, en este caso entre todos los grupos

presentes en el estudio y dentro de cada uno de ellos.
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¢ Resalte

En el resalte encontramos que existen diferencias entre el grupo control y

grupo Ol

tipo III.

Los

resultados

estadisticos

muestran

diferencias

estadisticamente significativas con un ANOVA p=0,032, mientras que no son

significativas en Kruskal-Wallis (p=0,774). (Tabla 27)

Intervalo de confianza
Diferencia al 95%
Variable () TIPO |()) TIPO | de medias | Desv. Limite Limite

dependiente Ol Ol (1)) Error Sig. inferior superior
Control |1 -914 2,186 1,000 -7,23 5,41
I 66,3507 1,942 016 11,96 74
RESALTE \% -,433 2,655| 1,000 -8,11 7,24
\% -2,183 4,974 1,000 -16,56 12,19
I Control ,914 2,186| 1,000 -5,41 7,23
[l -5,436 2,500 ,328 -12,66 1,79
v ,481 3,087 | 1,000 -8,44 9,40
\% -1,269 5,217 1,000 -16,35 13,81
[l Control 6,350 1,942 ,016 74 11,96
I 5,436 2,500 ,328 -1,79 12,66
v 5,917 2,919 ,461 -2,52 14,35
\% 4,167 5,120 1,000 -10,63 18,96
\Y] Control ,433 2,655 1,000 -7,24 8,11
I -,481 3,087 | 1,000 -9,40 8,44
[l -5,917 2,919 ,461 -14,35 2,52
\% -1,750 5,430| 1,000 -17,45 13,95
V Control 2,183 4,974 1,000 -12,19 16,56
[ 1,269 5,217 1,000 -13,81 16,35
[l -4,167 5,120 1,000 -18,96 10,63
v 1,750 5,430| 1,000 -13,95 17,45

Tabla 27. Andlisis comparativo del resalte entre grupo control y grupo de Ol
tipo 1, tipo 1ll, tipo IV y tipo V (Test de Bonferroni)
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¢  Oclusion

Existen diferencias entre el grupo control y grupo Ol tipo lll; y entre el

grupo Ol tipo | y tipo lll. Las diferencias estadisticamente significativas al 95%

(ANOVA P=0,005 vy Kruskal-Wallis p=0,011) son entre el grupo control (2,10) y

tipo 11l (4,44); y entre Grupo Ol tipo | (1,38) y Grupo Ol tipo Ill (4,44). (Tabla 28.)

Intervalo de confianza
Diferencia al 95%
Variable () TIPO |(J) TIPO | de medias Desv. Limite Limite

dependiente Ol Ol (I-)) Error Sig. inferior superior
Control |1 ,713 ,832 1,000 -1,69 3,12
. [l -2,347" ,739 ,022 -4,48 =21
OCLUSION IV 1,777] 1,010 825 4,70 1,14
\% 1,098 1,893| 1,000 -4,37 6,57
I Control -, 713 ,832 1,000 -3,12 1,69
[l -3,060 ,951 ,019 -5,81 -,31
v -2,490 1,174 ,372 -5,88 ,90
\% ,385 1,985| 1,000 -5,35 6,12
[l Control 2,347° ,739 ,022 21 4,48
I 3,060 ,951 ,019 ,31 5,81
v ,569 1,111 1,000 -2,64 3,78
\% 3,444 1,948 ,810 -2,19 9,07
v Control 1,777 1,010 ,825 -1,14 4,70
[ 2,490 1,174 ,372 -,90 5,88
[l -,569 1,111 1,000 -3,78 2,64
\% 2,875 2,066| 1,000 -3,10 8,85
\% Control -1,098 1,893 1,000 -6,57 4,37
I -,385 1,985| 1,000 -6,12 5,35
[l -3,444 1,948 ,810 -9,07 2,19
v -2,875 2,066| 1,000 -8,85 3,10

Tabla 28. Andlisis comparativo de la oclusion entre grupo control y grupo de Ol
tipo 1, tipo 1ll, tipo IV y tipo V (Test de Bonferroni)
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¢ Mordida abierta lateral (M.A.L)

Los grupos con mordidas abiertas laterales mds llamativas se encontraban

registradas en los tipos Il y IV, siendo practicamente inexistentes en el grupo

control y grupo Ol tipo I.

Es por ello que la diferencias significativas al 95% (ANOVA p=0,001 y en

Kruskal-Wallis p=0,001) se establecen entre el Grupo Control (0,83) y Grupo IV

(27,73); entre Grupo Ol tipo | (2,46) y Grupo Ol tipo IV (27,75) ; entre Grupo Ol

tipo 111 (11,22) y Grupo Ol tipo IV (27,75). (Tabla 29)

Intervalo de confianza al

Diferencia 95%
Variable () TIPO | (J) TIPO | de medias | Desv. Limite Limite
dependiente Ol Ol (1)) Error Sig. inferior superior
M.A.L Control |1 -1,632 41731 1,000 -13,69 10,43
[l -10,393 3,707 ,064 -21,11 ,32
v -26,921° 5,068 ,000 -41,57 -12,27
\% ,829 9,495| 1,000 -26,61 28,27
[ Control 1,632 41731 1,000 -10,43 13,69
[l -8,761 4,772 ,703 -22,55 5,03
v -25,288" 5,892 ,001 -42,32 -8,26
\% 2,462 9,959| 1,000 -26,32 31,24
[l Control 10,393 3,707 ,064 -,32 21,11
[ 8,761 4,772 ,703 -5,03 22,55
\Y4 -16,528" 5,571 ,040 -32,63 -,43
\% 11,222 9,773 1,000 -17,02 39,47
v Control 26,921 5,068 ,000 12,27 41,57
I 25,288 5,892 ,001 8,26 42,32
[l 16,528 5,571 ,040 ,43 32,63
\% 27,750 10,366 ,091 -2,21 57,71
V Control -,829 9,495| 1,000 -28,27 26,61
I -2,462 9,959| 1,000 -31,24 26,32
[l -11,222 9,773 1,000 -39,47 17,02
\Y4 -27,750 10,366 ,091 -57,71 2,21

Tabla 29. Andlisis comparativo de la mordida abierta lateral entre grupo control
y grupo de Ol tipo I, tipo IlI, tipo IV y tipo V (Test de Bonferroni)
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* Mordida abierta anterior (M.A.A)

Existen diferencias significativas al 95% (ANOVA p=0,001 y en Kruskal-

Wallis p=0,046) entre el Grupo Control (1,66) y Grupo Ol tipo V (21,00); entre

Grupo Ol tipo | (2,23)y Grupo Ol tipo V (21,00); entre Grupo Ol tipo Il (3,72) y

Grupo Ol tipo V (21,00) ; y entre Grupo Ol tipo IV (1,00) y Grupo Ol tipo V

(21,00). (Tabla 30)

Intervalo de confianza

Diferencia al 95%
Variable () TIPO |(J) TIPO | de medias | Desv. Limite Limite
dependiente Ol Ol (I-)) Error Sig. inferior superior
M.AA Control I -,572 1,466 1,000 -4,81 3,66
1] -2,064 1,302 1,000 -5,83 1,70
v ,659 1,780 1,000 -4,49 5,80
\Y -19,341 3,335 ,000 -28,98 -9,70
Control 572 1,466 1,000 -3,66 4,81
1] -1,491 1,676 1,000 -6,34 3,35
v 1,231 2,069 1,000 -4,75 7,21
\Y -18,769 3,498 ,000 -28,88 -8,66
1] Control 2,064 1,302 1,000 -1,70 5,83
I 1,491 1,676 1,000 -3,35 6,34
v 2,722 1,957 1,000 -2,93 8,38
\Y 17,278 3,433 ,000 -27,20 -7,36
v Control -,659 1,780 1,000 -5,80 4,49
I -1,231 2,069 1,000 -7,21 4,75
1] -2,722 1,957 1,000 -8,38 2,93
\Y -20,000 3,641 ,000 -30,52 -9,48
\ Control 19,341 3,335 ,000 9,70 28,98
I 18,769 3,498 ,000 8,66 28,88
i 17,278 3433 000 7.36 27.20
v 20,000 3,641 ,000 9,48 30,52

Tabla 30. Analisis comparativo de la mordida abierta anterior entre grupo
control y grupo de Ol tipo I, tipo lll, tipo IV y tipo V (Test de Bonferroni)
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* Otros
Como se ha visto anteriormente, son mas frecuentes las variables de este
grupo (agenesias, desviaciones de lineas medias, erupcion ectopica, etc.) en el
grupo Ol que en el grupo control. Es por ello que existen diferencias significativas
al 95% (ANOVA p= 0,001 y en Kruskal-Wallis p=0,024) entre el Grupo Control
(0,44) y Grupo Ol tipo IV (4,25) ; entre el Grupo Ol tipo | (1,38) y Grupo Ol tipo

IV (4,25) ; entre Grupo Ol tipo Il (1,39) y Grupo Ol tipo IV (4,25). (Tabla 31)

Intervalo de confianza al
Diferencia 95%
Variable () TIPO | (J) TIPO | de medias | Desv. Limite Limite

dependiente Ol Ol (1)) Error Sig. inferior superior
OTROS Control I -,946 ,662 1,000 -2,86 ,97
Il -,950 ,588 1,000 -2,65 75

\Y% -3,81 1 ,804 ,000 -6,13 -1,49

\% -,561 1,506 1,000 -4,91 3,79

Control ,946 ,662 1,000 -,97 2,86

Il -,004 757 1,000 -2,19 2,18

\Y -2,865 934 ,030 -5,57 -,16

\% ,385 1,579 1,000 -4,18 4,95

1 Control ,950 ,588 1,000 -,75 2,65

I ,004 757 1,000 -2,18 2,19

\Y% -2,861' ,884 ,018 -5,41 -,31

\% ,389 1,550 1,000 -4,09 4,87

\Y Control 3,81 1 ,804 ,000 1,49 6,13

| 2,865 934 ,030 16 5,57

1 2,861' ,884 ,018 31 5,41

\% 3,250 1,644 ,516 -1,50 8,00

\% Control ,561 1,506 1,000 -3,79 4,91

I -,385 1,579 1,000 -4,95 4,18

1 -,389 1,550 1,000 -4,87 4,09

\Y% -3,250 1,644 ,516 -8,00 1,50

Tabla 31. Andlisis comparativo del apartado "otros" entre grupo control y grupo
de Ol tipo |, tipo IlI, tipo IV y tipo V (Test de Bonferroni)
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* Puntuacién total
Las puntuaciones mas altas del indice de discrepancia, se localizan entre
los grupos Il y IV de OIl. Existen diferencias significativas al 95% (ANOVA
p=0,001 y en Kruskal-Wallis p= 0,001) entre el Grupo Control y Grupo Ol tipo IlI;
entre Grupo Control y Grupo Ol tipo IV; entre Grupo Ol tipo lll y Grupo Ol tipo

IV; entre Grupo Ol tipo IV y Grupo Ol tipo I. (Tabla 32)

Intervalo de confianza al
Diferencia 95%
Variable () TIPO |(J)) TIPO | de medias Desv. Limite Limite

dependiente Ol Ol (1)) Error Sig. inferior superior
PUNTUACION Control I -1,424 6,040 1,000 -18,88 16,03
TOTAL Il -22,232" 5,365 ,001 -37,74 -6,73
\Y -31,982‘ 7,334 ,000 -53,18 -10,79

\% -17,232 13,741 1,000 -56,94 22,48

Control 1,424 6,040 1,000 -16,03 18,88

1 -20,808‘ 6,906 ,035 -40,77 -,85

\Y -30,558‘ 8,526 ,006 -55,20 -5,91

\% -15,808 14,412 1,000 -57,46 25,85

1 Control 22,232' 5,365 ,001 6,73 37,74

I 20,808' 6,906 ,035 ,85 40,77

\Y -9,750 8,063 1,000 -33,05 13,55

\% 5,000 14,143 1,000 -35,88 45,88

\Y Control 31,982' 7,334 ,000 10,79 53,18

I 30,558' 8,526 ,006 5,91 55,20

1 9,750 8,063 1,000 -13,55 33,05

\% 14,750 15,001 1,000 -28,61 58,11

\% Control 17,232 13,741 1,000 -22,48 56,94

I 15,808 14,412 1,000 -25,85 57,46

1 -5,000 14,143 1,000 -45,88 35,88

\Y -14,750 15,001 1,000 -58,11 28,61

Tabla 32. Andlisis comparativo de la Puntuacién Total del indice de
Discrepancia entre grupo control y grupo de Ol tipo |, tipo I, tipo IV y tipo V
(Test de Bonferroni)

156




6.2. Andlisis Muestra Subgrupo

Dentro del grupo OI denticion mixta y definitiva, encontramos un
subgrupo (n=25; 13 mujeres y 12 hombres) de pacientes que poseen radiografias
y datos del Indice de Discrepancia en relacién a valores cefalométrico. En este
subgrupo los tipos de Ol se encuentran representados en los siguientes
porcentajes: Ol tipo | (n=10; 40%); Ol tipo 11l (n=9;36%) y Ol tipo IV (n=6; 24%).
En este subgrupo no habian individuos con Ol tipo V. (Tabla 33) Los resultados se

muestran en las tablas del ANEXO V.

En la muestra subgrupo, solo se analizara el angulo ANB, el angulo SN-

GoGn Y el dngulo IMPA (Tabla 33)

= Angulo ANB:
Es el angulo formado por los planos Nasion- Punto A y Nasion-Punto B.
Nos indica la discrepancia anteroposterior entre el maxilar y la mandibula. En
este caso, no existen diferencias significativas al 95% (p=0,129 en la T de
Student y Mann-Whitney p=0,127) entre Grupo Control (0,0,32) y Grupo Ol
(0,96), probablemente porque los pacientes del grupo control fueron pareados en

tipo de maloclusién con el grupo Ol.
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= Angulo SN-GoGn

Es el dngulo formado por el plano mandibular (GoGn) y el plano SN. Nos

va a indicar la direccién del crecimiento ya sea en sentido vertical u horizontal.

En este caso, existen diferencias significativas al 95% (p= 0,001 en la T de Student

y Mann-Whitney p=0,001) entre el Grupo Control (0,44 )y Grupo Ol (3,24)

= Angulo IMPA

No existen diferencias significativas al 95% (p=0,523 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,409) entre Grupo Control (0,40) y Grupo Ol (0,68).

A continuacion se muestran los datos obtenidos del andlisis comparativo

del la muestra SUBGRUPO con el grupo control en cuanto a los valores

cefalométricos.

Grupo N Media Desv. Desviacion Desv. Error

promedio
ANB Control 25 ,32 1,108 222
Ol 25 ,96 1,744 ,349
SN-GOGN Control 25 44 1,158 ,232
Ol 25 3,24 3,767 ,753
IMPA Control 25 ,40 1,384 277
Ol 25 ,68 1,676 335

Tabla 33. Andlisis comparativo de ANB, SN-GoGN e IMPA entre el grupo Ol
Subgrupo y Grupo Control
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6.3. Denticién temporal

6.3.1 Descripcion de la muestra Denticiéon Temporal Ol

La muestra de pacientes con osteogénesis imperfecta en denticion
temporal esta formada por un total de 8 pacientes , 5 mujeres y 3 hombres, con
una media de edad de 5,40 afos. Estando representados los diferentes tipos de Ol
en los siguientes porcentajes: Ol tipo | (n=5; 31,25%); Ol tipo Il (n=1; 6,25%); Ol
tipo IV (n=2; 12,5%). Todos los resultados obtenidos tras la aplicacién del

Método de Andlisis Temporal se encuentran en el ANEXO VII.

Las caracteristicas de la muestra en base a las diferentes variables son:
= Relacién molar

El 50% de la muestra presenta un escalén distal, lo que puede derivar en
una relacion de los primero molares permanentes en Clase 1.

El 25% de la muestra presenta un plano terminal recto, lo que puede
derivar en una relacion de los primeros molares permanentes de Clase I.

El 25% de la muestra presenta un escalén mesial corto, lo que puede
derivar en una relacién de los primeros molares permanentes de Clase | 6 Clase

= Relacion canina
El 37,5% presentan Clase Il canina, el 50% presentan una Clase | canina

mientras que el 12,5% presentan una Clase Ill canina.
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= Relacién incisal
El 25% de la muestra presenta un resalte aumentado, el 12,5% presenta un
resalte invertido, al igual que un porcentaje de 12,5% se corresponde con una
sobremordida aumentada. El porcentaje mas elevado se sitda en la mordida

abierta anterior (37,5%). El 12,5% no presenta alteraciones en la relacién incisal.

= Apiflamiento incisivo y diastemas
El 50% de la muestra presenta apinamiento interincisivo y el 50%

diastemas interincisivos.

* Espacios primate
El 25% de los pacientes de la muestra presentan espacios primate mientras

que el 75% no los presentan.

= Forma de arcada

El 62,5% de la muestra presenta una arcada redondeada, el 37,5% una

arcada triangular y el 12,5% una arcada cuadrada.

* Mordida cruzada posterior
El 37,5% presentan una mordida cruzada posterior unilateral , un 12,5%
una mordida cruzada posterior bilateral y un 50% no presentaban mordida

cruzada posterior.
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6.3.2. Distribucion con criterios de Normalidad

En primer lugar, se realiz6 un Test de Kolmogorv-Smirnov para una
muestra (procedimiento  NPAR TEST) para determinar si las variables
cuantitativas del estudio provienen de una distribucién normal. (Ferran,
1996). En este caso, no sigue una distribucion normal, de tal manera que se
aplicaran:

- Test no paramétricos de Kolmogov-Smirnov con la prueba
Mann-Whitney y Wilcoxon para la comparacion de la medida
de la variable cuantitativa entre el Grupo Control y Grupo de Ol
(Ferran, 1996)

- Test no paramétrico para muestras no relacionadas con la
prueba de Kruskal-Wallis y para la comparacién de las variables
cuantitativas entre el grupo control y los diferentes subgrupos

dentro de la OI (Ol tipo I, Ol tipo lll y Ol tipo V). (Ferran, 1996)

Ademas de los tests mencionados, se realizaron también el Andlisis
de la Varianza, ANOVA para la comparaciéon de mdltiples medias en el
caso de las comparativas entre grupo control y los diferentes subgrupos
dentro de los tipos de Ol, asi como el test de la T- de Student para la
comparacion de las medias cuantitativas entre el grupo control y el grupo
de Ol, aun sabiendo que esta muestra no cumple criterios de normalidad,
pero en vistas de beneficiarnos de tablas descriptivas no presentes en test

no paramétricos.
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6.3.3.  Distribucion con criterios de Homogeneidad

a. Homogeneidad de género entre el Grupo Control y Grupo Ol

Al encontrarse la muestra pareada en edad y género con el grupo control,
no se detectaron diferencias estadisticamente significativas al 95% entre los
grupos con un p= 0,862. Dando por supuesto que se trata de una distribucién

homogénea en cuanto al género.

Tabla cruzada
GENERO Total
F M

Grupo | Control | Recuento 5 3 8
% dentro de Grupo 62,5% 37,5% 100,0%

Residuo corregido ,0 ,0
Ol Recuento 5 3 8
% dentro de Grupo 62,5% 37,5% 100,0%

Residuo corregido ,0 ,0
Total Recuento 10 6 16
% dentro de Grupo 62,5% 37,5% 100,0%

Tabla 34. Analisis comparativo del género en grupo control y grupo Ol
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b. Homogeneidad de edad entre Grupo Control y Grupo Ol

De igual manera, se realiz6 un test de la T-de Student y una prueba U de

Mann-Whitney para verificar la homogeneidad en cuanto a la edad de los

pacientes del grupo control frente a los pacientes del grupo Ol.

Grupo Media Desviacion | Media de
estandar error
estandar
EDAD Control 4,75 1,035 0,366
Ol 5,75 1,389 0,491

Tabla 35. Analisis comparativo de la edad en el Grupo Control y Grupo Ol

Al encontrarse pareada la muestra por edad y género, no existen

diferencias significativas al 95% (T-Student p= 0,089 y Mann-Whitney p=0,195)

en la edad entre el Grupo Control (4,75) y Grupo OI (5,75).
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c. Homogeneidad de género entre Grupo Control y Grupos Ol tipo I;

Grupo Ol tipo 11l y Grupo Ol tipo IV .

En este caso, no existen diferencias significativas al 95% (p= 0,862 en la

prueba de Chi-cuadrado) en cuanto a género entre los grupos Control, Grupo Ol

tipo 1, Grupo Ol tipo Il y Grupo Ol tipo IV. (Tabla 36)

Tabla cruzada

GENERO Total
F M

TIPO Ol Control Recuento 5 3 8
% dentro de TIPO Ol 62,5% 37,5% 100,0%

Residuo corregido ,0 ,0
I Recuento 3 2 5
% dentro de TIPO Ol 60,0% 40,0% 100,0%

Residuo corregido -1 1
1 Recuento 1 0 1
% dentro de TIPO Ol 100,0% 0,0% 100,0%

Residuo corregido ,8 -8
\Y Recuento 1 1 2
% dentro de TIPO Ol 50,0% 50,0% 100,0%

Residuo corregido -4 4
Total Recuento 10 6 16
% dentro de TIPO Ol 62,5% 37,5% 100,0%

Tabla 36. Tabla de contingencia para la relacién entre variables de los
Grupos Control, Grupo Ol tipo I, Grupo Ol tipo Ill, Grupo Ol tipo IV y
Grupo Ol tipo V.
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d. Homogeneidad de edad entre Grupo Control y Grupos Ol tipo |,
Grupo Ol tipo 11l y Grupo Ol tipo IV

Para comparar las variables cuantitativas entre el Grupo Control y los

grupos de Ol tipo I, Il y IV, se realiz6 un test no paramétrico para muestras no

relacionadas con la prueba de Kruskal Wallis, ademas se realizé un analisis de la

varianza ANOVA, a pesar de que la muestra no sigue una distribucién normal.

Los resultados obtenidos reflejan que no hay diferencias significativas al

95% (ANOVA p= 0,170) en la edad entre los grupos control y grupos Ol tipo I,

tipo Il y tipo IV.
95% del intervalo de
confianza para la media
N | Media Desviacién Error Minimo | Maximo
estandar estandar Limite Limite
inferior superior
Control 8 4,75 1,035 0,366 3,88 5,62 3 6
I 5 5,40 1,517 0,678 3,52 7,28 4 7
[l 1 5,00 - - - - 5 5
v 2 7,00 0,000 0,000 7,00 7,00 7 7
Total 16 5,25 1,291 0,323 4,56 5,94 3 7

Tabla 37. Andlisis de ANOVA para establecer comparativa de edad entre
Grupo Control, Grupo Ol tipo I, tipo Il y tipo IV.
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La significancia estadistica de los distintos campos entre Grupo Control y

Grupo Ol es :

- Puntuacion total del Método de Andlisis Temporal

Entre el grupo control y el grupo Ol temporal, no se aprecian puntuaciones
totales del Método de Andlisis Temporal muy dispares. Tanto el grupo control
(9,38) como el grupo OI (8,25) estan englobados dentro de un tratamiento de
dificultad media. Los resultados estadisticos muestran que no existen diferencias
significativas al 95% (p= 0,723 en la T de Student y Mann-Whitney p= 0,721)

entre ambos grupos.

- Apifamiento incisivo
El apifamiento en ambos grupos es similar, por lo que no existen
diferencias significativas al 95% (p= 1,000 en la T de Student y Mann-Whitney

p=1,000) entre el Grupo Control (0,50 ) y Grupo OI (0,50)

- Distemas interincisivos

Los diastemas interincisivos se encuentran presentes en proporciones
similares en ambos grupos, por lo que no existen diferencias significativas al 95%
(p= 0,124 en la T de Student y Mann-Whitney p=0,234) entre el Grupo Control (

0,13) y Grupo Ol (0,50)
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- Espacio primate

La presencia de espacios primate en ambos grupos se encuentra distribuida
de manera similar, los resultados estadisticos muestran que no existen diferencias
significativas al 95% (p= 1,000 en la T de Student y Mann-Whitney p=1,000)
entre el Grupo Control (0,25) y Grupo Ol (0,25)

- Tipo de arcada

No existen diferencias significativas al 95% (p= 0,790 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,798) entre el Grupo Control ( 0,50) y Grupo Ol (0,63)

- Mordida cruzada posterior bilateral (M.C.P.B)
No existen diferencias significativas al 95% (p= 0,281 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,442 ) entre el Grupo Control ( 0,75) y Grupo OI (0,25)

- Mordida cruzada posterior unilateral (M.C.P.U)
No existen diferencias significativas al 95% (p= 0,619 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,721) entre el Grupo Control ( 0,25) y Grupo OI (0,38)

- Mordida Cruzada Anterior (M.C.A)
No existen diferencias significativas al 95% (p= 0,642 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,721) entre el Grupo Control (1,50 ) y Grupo OI (1,13)

- Relacién incisal
No existen diferencias significativas al 95% (p= 1,000 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,878) entre el Grupo Control (2,25) y Grupo Ol (2,25)
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- Relacién canina
No existen diferencias significativas al 95% (p= 0,723 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,721) entre el Grupo Control (1,38 ) y Grupo OI (1,13)

- Relacién molar
No existen diferencias significativas al 95% (p= 0,360 en la T de Student y

Mann-Whitney p=0,328) entre el Grupo Control (1,88) y Grupo Ol (1,25).

No existen diferencias estadisticamente significativas entre el grupo control
en denticion temporal y el grupo Ol en denticiéon temporal en ninguno de los

valores analizados por el Método de Analisis Temporal.
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7. DISCUSION
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7. DISCUSION

7.1. Denticion permanente y mixta

Al igual que en estudios realizados con anterioridad, se llevé a cabo un
estudio descriptivo transversal para analizar la severidad de la maloclusion en un
grupo de pacientes con Ol en denticion temporal, mixta y permanente de la

Facultad de Odontologia de la Universidad Complutense de Madrid.

Pocos estudios han comparado y medido la severidad de la maloclusién en
colectivos con Ol, Rizkallah et al >' en 2013, mediante un estudio descriptivo
transversal partiendo de un total de 100 pacientes y tras aplicar los criterios de
inclusion y exclusion analizaron un total de 49 pacientes con Ol del Hospital
Infantil de Canada con edades comprendidas entre 5-19 anos para determinar la
severidad de la maloclusién mediante el Indice PAR y el indice de Discrepancia
(ID). En la muestra de pacientes, se encontraban presentes los diferentes tipos de
Ol en los siguientes porcentajes: Ol tipo | (n=8; 16,32% de la muestra); Ol tipo llI
(n=11; 22,44% de la muestra); Ol tipo IV (n=26; 53,06% de la muestra); Ol tipo
V (n=2; 4,08% de la muestra) y fueron (tiles para establecer en que tipos de Ol

[a maloclusion es mas severa.
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ARos més tarde y del mismo modo, Nguyen et al®® en 2017 de una muestra
inicial de 100 pacientes, y tras aplicar criterios de inclusién y exclusion, analizan
26 pacientes con Ol del Hospital Clinico Tecnolégico y Farmacéutico de Danang
en Vietnam para determinar el tipo de oclusién y las necesidades de tratamiento
de cada individuo en base al Indice IOTN e Indice DAL En la muestra de
pacientes Ol se encontraban presentes los diferentes tipos de Ol en distintos
porcentajes, pero en este caso no se establecieron comparaciones entre ellos para

determinar que tipo de Ol presenta las maloclusiones mas severas.

Jabbour et al ® en 2018, presentaban inicialmente una muestra de 100
pacientes del Hospital Infantil de Canad4, tras aplicar criterios de inclusion y
exclusion la muestra final la formaban 49 pacientes (28 mujeres y 21 hombres)
con edades comprendidas entre 5-19 afos. En este caso se estudia por primera
vez la relacién entre el genotipo en Ol y la severidad de la maloclusién en Ol.
Los diferentes tipos de Ol se encontraban presentes en los siguientes porcentajes
Ol tipo I (n=7; 14,28% de la muestra ); Ol tipo lll (n=11; 22,44% de la muestra) ;
Ol tipo IV (n=27; 55,10% ); Ol tipo V (n=2; 4,08% de la muestra) y por Gltimo Ol
tipo VI (n=2; 4,08% de la muestra) y también se establecieron comparativas entre

los diferentes tipos de Ol.
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En nuestra investigacion, se contaba con un total de 113 pacientes con Ol
que por algin motivo habian acudido en algin momento a la clinica del
Departamento de Especialidades Clinicas Odontolégicas de la Universidad
Complutense de Madrid. Tras ser aplicados los criterios de inclusion y exclusion,
la muestra total del estudio la formaban 49 pacientes, de los cuales 41 pacientes
presentaban denticiéon mixta y permanente ( 20 mujeres y 21 hombres) y 8
pacientes que presentaban denticiéon temporal (5 nifias y 3 ninos) con edades
comprendidas entre 4 y 18 afos y una distribucién de los tipos de Sillence con
los siguientes porcentajes: Ol tipo | (n=18; 36,73% de la muestra); Ol tipo llI
(n=19; 20,40% de la muestra); Ol tipo IV (n=10; 20,40% de la muestra) y Ol tipo

V (n=2; 4,08 % de la muestra).

A continuacién, una tabla resumen donde se comparan los diferentes
estudios sobre la severidad de la maloclusién, el tipo de estudio llevado a cabo,
el indice/indices empleados para el andlisis de la maloclusién y el porcentaje en

el que encuentran presentes los diferentes tipos de Ol. (Tabla 39)
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Tipo de indice Ol tipo 1 Ol tipolll | OltipolV | OltipoV | OltipoVl | Muestra
estudio aplicado (sujetos)
Rizkallah y | Descriptivo indice de n=38 n=11 n=26 n=2 n=2 n=49
cols (2013) transversal Discrepancia e | (16,32%) (22,44%) (53,06%) (4,08%) (4,08%) (100%)
indice PAR
Nguyen y | Descriptivo indice DAI e n=7 n=10 n=9 - - n=26
cols (2017) transversal indice IOTN (26,92%) (38,46%) (34,61%) (100%)
Jabbour  y | Descriptivo indice de n=7 n=11 n=27 n=2 n=2 n=49
cols (2018) transversal Discrepancia e | (14,28%) (22,44%) (55,10%) (4,08%) (4,08%) (100%)
indice PAR
El presente | Descriptivo indice de n=18 n=19 n=10 n=2 - n=49
estudio transversal Discrepancia (36,73%) (38,77%) (20,40%) (4,08%) (100%)
(2018)

Tabla 39. Resumen sobre el tipo de estudio, indice aplicado para la valoracién de la
maloclusién, distribucién de tipos de Ol en la muestra y tamaiio de la muestra, de los
articulos y trabajos publicados en los tGltimos 5 afios.
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En nuestro estudio, se disponian de registros fotograficos estandarizados de
49 pacientes. De esta muestra inicial, 25 pacientes tenian registros radiograficos

(ortopantomografia y teleradiografias) y fueron analizados como subgrupo. En el

|51 IS9

estudio de Rizkallah et al’' y Jabbour et al*” se evaluaron fotografias intra y
extraorales, radiografias panoramicas y teleradiografias, pero el andlisis de la
oclusion se llevé a cabo gracias a los modelos de estudios en oclusion. En el
estudio de Nguyen et al® el registro de la oclusién fue llevado a cabo mediante

examenes clinicos en centros de salud.

Para el analisis de la oclusién empleamos el indice de discrepancia (ID)
para los pacientes en denticion permanente y mixta y el Método de Andlisis
Temporal para aquellos que presentaban denticién decidua, todos ellos sobre las
fotografias estandarizadas disponibles. Este indice estudia 7 pardmetros: resalte,
sobremordida, mordida abierta, apifamiento, relaciones oclusales, mordidas
cruzadas y otras categorias catalogadas como "Otros" donde se incluyen otro tipo
de anomalias como por ejemplo, agenesias, discrepancias de lineas medias o
erupciones ectopicas.

I° también aplican el Indice de

Rizkallah et al’’ vy Jabbour et a
Discrepancia (ID) esta vez sobre modelos de estudio en ambos casos, ademas del
indice PAR, que analiza 7 criterios en referencia al alineamiento dental, relacién

(sagital, vertical y transversal) de los segmentos derecho e izquierdo, resalte,

sobremordida y discrepancias de lineas medias.
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En el caso de Nguyen y cols (64) se aplicé el indice IOTN, el cual registra
distintas variables incluyendo el resalte, sobremordida, mordidas abiertas,
apifiamientos, resaltes invertidos, mordidas cruzadas y agenesias y el indice DAI
donde se analizan 10 parametros oclusales ademas de incluir agenesias, resalte
anterior maxilar y mandibular, discrepancias de lineas medias, mordida abierta

anterior y diastemas.

Los resultados del indice de discrepancia, fueron analizados mediante test
estadisticos para establecer las diferencias entre las distintas puntuaciones del
grupo control y grupo Ol. Se emplearon t-test para muestras independientes tal y
como se hicieron en estudios previos similares. Las variables cuantitativas del
estudio no provienen de una distribucion normal, de ahi que fueron aplicados test
no paramétricos con la prueba de Mann-Whitney para la comparacion de la
medida de la variable cuantitativa entre el grupo control y grupo Ol; ademas de
test no paramétricos para muestras no relacionadas con la prueba de Kruskal-
Wallis para comparar las variables cuantitativas entre el grupo control y los

diferentes tipos de Ol.

El grupo control fue pareado al inicio del estudio con el grupo Ol en
cuanto al género y edad, de la misma manera que se habia hecho en estudios

°1%9 de ahi que no existan diferencias estadisticamente significativas

anteriores
entre ambos grupos en cuanto al género y edad (T-Student p=0,717 y Mann-

Whitney p=0,290). Del mismo modo no existen diferencias en la edad y género

entre los diferentes tipos de Ol (Chi-cuadrado p=0,676).
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En nuestros resultados, la puntuacién total media del ID del grupo control
es de 13,27 puntos (dificultad moderada-baja de tratamiento), mientras que las
puntuaciones medias del grupo Ol son 30,59 puntos (dificultad alta de
tratamiento). Estos datos son respaldados con test estadisticos donde se demuestra
que existen diferencias estadisticamente significativas al 95% (p=0,001 en la T de
Student y Mann-Whitney p=0,001) entre la puntuacién total de ambos grupos.
Los resultados son coincidentes con los obtenidos en el estudio de Rizkallah y
cols (52) donde la puntuacién total media del grupo control y grupo Ol tiene una
alta significancia estadistica (p<0,005). El grupo control presenta una media de
12,4 puntos (dificultad moderada-baja de tratamiento) siendo la del grupo Ol

29,8 puntos (dificultad alta de tratamiento).

Rizkallah et al’' encuentran diferencias estadisticamente significativas entre
el grupo control y grupo Ol en los valores del resalte, sobremordida, y mordida
cruzada anterior. Debido a que en nuestro estudio, el grupo control fue pareado
al inicio con el grupo Ol en lo que a tipo de Clase de Angle se refiere, no se
encontraron diferencias significativas en estos valores que tanto se relacionan la

relacién molar y canina del individuo.

La maloclusién predominante en nuestro estudio es la Clase Il , presente
en un 61% del total de la muestra, seguida de una Clase | en el 34,1% de los
pacientes estudiados y un 4,9% de maloclusion de Clase 1l, no existen diferencias
significativas con el grupo control. En el estudio de Rizkallah et al’' el 57% de la
muestra presentaba Clase Ill, seguido de un 25% que presentaban Clase | y un

18% que presentaban Clase II; en el grupo control, el 63% presentaban una Clase
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[l de Angle, por lo que se establecen diferencias estadisticamente significativas
(p<0,001) entre ambos grupos. En la muestra de pacientes con Ol de Nguyen et
al ® el 73,1% presentaban Clase Ill, el 23,1% Clase | y el 3,8% Clase Il de Angle,
estableciéndose diferencias con el grupo control (p<0,001) en la Clase | y Clase llI

de Angle.

Segln el tipo de Ol, la prevalencia de maloclusién varia. En nuestra
muestra, los pacientes con Ol tipo |, en su mayoria (61,5%) presentan una Clase |
de Angle; los pacientes con Ol tipo Ill y IV en su mayoria presentan Clase IlI
(77,8% y 75% respectivamente) al igual que el 50% de los pacientes con Ol tipo
V presentan Clase lll. Las diferencias significativas (ANOVA p=0,005 y Kruskal-
Wallis p=0,011) se mostraron entre el grupo control (2,10 puntos) y grupo Ol tipo

[l (4,44 puntos) y entre el grupo Ol tipo | (1,38 puntos) y tipo Ill (4,44 puntos).

La mordida abierta lateral se considera el hallazgo mas significativo con
respecto al grupo control, también observado en estudios anteriores’’, por lo
general, esta alteracién oclusal raramente es encontradas en la poblacién sana.
Los test estadisticos establecen diferencias estadisticamente significativas
(p=0,002 en la t de Student y p=0,001 en Mann-Whitney) entre el grupo control
(0,83) y el grupo OI (11,12) en cuanto a los valores de la mordida abierta lateral.
En el estudio de Rizkallah et al’' los resultados son muy parecidos a los obtenidos
en nuestra investigacion, siendo segln el indice de discrepancia de 0,3 puntos

para el grupo control y 7,1 puntos para el grupo Ol.
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La mordida abierta anterior entre el grupo control y grupo Ol es muy
similar, por lo que los test estadisticos no encuentran diferencias significativas al
95% (p=0,114 en la T de Student y p=0,058 en Mann-Whitney) entre el grupo

control (1,66) y grupo Ol (3,56).

De igual modo, la mordida cruzada posterior es mds frecuente en
pacientes con osteogénesis imperfecta donde el maxilar se encuentra poco
desarrollado transversalmente y las mandibulas adquieren un crecimiento en
ocasiones desmesurado en todos los planos del espacio, debido a las alteraciones
en el crecimiento mandibular en este grupo de pacientes®. También es un dato
que va en relacion con la maloclusién de Clase Il y debido a la alta incidencia en
este colectivo, no es raro su hallazgo. En nuestra muestra, el 46,3% presentan una
mordida cruzada posterior bilateral, el 26,8% presentan mordida cruzada
posterior unilateral frente al 26,8% que no presentan ninglin tipo de alteracion

transversal.

La incidencia de mordida cruzada posterior en nuestro estudio varia segin
el tipo de Ol, el 53% de los tipo |, el 77,8% de los tipos 11l y el 100% de los tipos
IV presentan alglin tipo de mordida cruzada posterior, ya sea unilateral o
bilateral. Cabe esperar que los tipos mas afectados de la enfermedad con Clases
[l mas severas presenten las mordidas cruzadas posteriores mas complicadas. En

[°° también existen diferencias estadisticamente

el estudio de Nguyen et a
significativas (p<0,001) entre la mordida cruzada posterior del grupo control (6,2

puntos segln el indice IOTN) y el grupo Ol (34,6 puntos segun el indice IOTN).
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El apinamiento, a pesar de se algo comun en la poblacién sana, no es un
rasgo predominante en los pacientes con OIl, no se establecen diferencias
estadisticamente significativas en nuestra muestra, observado también en estudios

[° encuentran mayor apifiamiento en el grupo control

anteriores®', Nguyen et a
(1,00 punto en el indice DAI) que en el grupo Ol (0,54 puntos en el indice DAI)

con una significancia estadistica de p<0,005.

Se establecen diferencias entre el grupo control y grupo Ol en el apartado
"otros" donde predominan las agenesias, al igual que en el estudio de Nguyen et
al® donde mediante el indice DAI se analizan las agenesias de incisivos, caninos
y premolares y la significancia estadistica es de p=0,003 en el segmento maxilar y

p=0,030 en el segmento mandibular.

En cuanto al desarrollo y caracteristicas craneofaciales y basandonos en los
resultados obtenidos, los tipos | de la enfermedad, presentan un desarrollo
craneofacial normal sin diferencias estadisticamente significativas con respecto al
grupo control, observandose un craneo y arcadas ligeramente mds reducido pero
siempre dentro de limites de normalidad. Esto se ha visto en estudios previos
sobre crecimiento craneofacial en pacientes con OIl, como es el realizado por

Jensen et al’® en 1997.

Nuestros resultados nos muestran que los pacientes con Ol tipo lll y IV
presentan anomalias mas severas y el desarrollo somédtico se encuentra alterado,
presentando una estructura menor con diferencias estadisticamente significativas

con el grupo control y grupo Ol tipo .
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En el indice de discrepancia se miden valores cefalométricos tales como el
angulo ANB, el cual nos indica la discrepancia anteroposterior entre el maxilar y
la mandibula, que en este caso, no presenta diferencias estadisticamente
significativas con respecto al ANB del grupo control, probablemente por que fue
pareado al inicio del estudio. Por otro lado, dngulo formado por el plano
mandibular (GoGn) y el plano SN, nos indicara la direccion del crecimiento, en
este caso si existen diferencias estadisticamente significativas entre el grupo
control (0,44) y grupo OI (3,24) (T-Student p=0,001 y Mann-Whitney p=0,001).
Las diferencias en el angulo SN-GoGn se establecen entre el grupo control y
grupo Ol tipo Il y entre el grupo control y tipo IV. Por Gltimo, el ID mide el
angulo IMPA, dngulo que mide la posicién del incisivo inferior con respecto a su
base Osea, en nuestro estudio no se observaron diferencias estadisticamente
significativas con respecto al grupo control (t-Student p=0,523 y Mann-Whitney
p=0,409). En el estudio de Rizkallah y cols (52) no fueron medidos los angulos

ANB, SN-GoGn ni el angulo IMPA dentro del ID.

7.2.  Denticién temporal

La muestra de pacientes con Ol y denticiéon temporal de nuestro estudio
estaba formada por 8 pacientes ( 5 nifias y 3 nifios) con una media de edad de
5,40 anos. En ella se encontraban representados diferentes tipos de Ol en los
siguientes porcentajes : Ol tipo | (n=5; 31,25%), Ol tipo Ill (n=1; 6,25%), Ol tipo
IV (n=2; 12,5%). Debido a que la mayoria de pacientes de la muestra son de Ol
tipo I, no existen diferencias estadisticamente significativas entre el grupo Ol y

grupo control.
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No podemos establecer comparativas con estudios anteriores de pacientes
con Ol y denticién temporal, pues hasta la fecha no se ha realizado ninguno, tan
solo podemos establecer comparativas con el grupo control pareado en edad y

género.

Para el estudio de la maloclusion, se aplicara el Método de Andlisis
Temporal, desarrollado por nosotros para determinar los aspectos que mas
influyen en la maloclusién, en el que se analizan por un lado los problemas
oclusales (apinamiento, diastemas, espacios primate); por otro lado problemas en
el plano transversal (forma de arcada, mordida cruzada posterior, mordida
cruzada anterior); y por dltimo, problemas en el plano sagital y vertical (relacién

incisal, relacién canina y relacion molar).

En cuanto a la relacién molar, el 50% de la muestra presenta un escal6n
distal, el 25% de la muestra presenta un plano terminal recto y el 25% un escalén
mesial corto. La relacion canina es de Clase | en el 50% de la muestra, de Clase Il
en el 37% de la muestra y de Clase Il en el 12,5%. No existiendo diferencias

estadisticamente significativas con el grupo control.

En cuanto a la relacién incisal, el 25% presentan un resalte aumentado vy el
12,5% un resalte invertido. El porcentaje mas elevado se sitGa en la mordida
abierta anterior (37,5%). No presentan diferencias estadisticamente significativas

con el grupo control.
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Los espacios primate, se encuentran presentes en un 25% de los pacientes

de la muestra, mientras que el 75% restante no los presentan.

La mordida cruzada posterior tan comdn en las maloclusiones en edad
temprana, se encuentra presente en un 37,5% en forma unilateral y un 12,5% en
forma bilateral, mientras que el 50% de los pacientes no presentan mordida

cruzada posterior.
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8. CONCLUSIONES

1. El grupo Ol en denticién mixta y permanente, presenta maloclusiones mas
severas, lo que implica una mayor dificultad de tratamiento si se compara

con el grupo control.

2. Las maloclusiones mds severas se engloban en los tipos Il y IV de

Osteogénesis Imperfecta, siendo de dificultad moderada-baja las del tipo I.

3. Las variables del indice que mdas influyen en la severidad de la
maloclusiéon son la mordida abierta lateral, el dangulo SN-GoGn vy la
variable "otros" (agenesias, desviaciones de linea media y erupciones

ectopicas).

4. En denticién temporal, el Método de Andlisis Temporal no muestra

diferencias con el grupo control, presentando ambos maloclusiones de

dificultad moderada.
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ANEXOS |

Informe Dictamen Protocolo Favorable

- - -
‘ F‘ Hospital Clinico San Carlos ' EPe-ls 100200
] 22 de febrero de 2013

CEIC Hospital Clinico San Carlos

Dra. Mar Garcia Arenillas
Secretaria del CEIC Hospital Clinico San Carlos

CERTIFICA
Que el CEIC Hospital Clinico San Carlos en su reunion del dia 20/02/2013, acta 2.2/13 y una vez resueltas
las aclaraciones solicitadas, ha evaluado la propuesta del investigador referida al estudio:

Titulo: "Estudio del desarrollo craneofacial, union craneocervical y dental y sus alteraciones, en
nifios con Osteogénesis Imperfecta tratados con bisfosfonatos”

Que en este estudio:

o Se cumplen los requisitos necesarios de idoneidad del protocolo en relacion con los objetivos del
estudio y estan justificados los riesgos y molestias previsibles para el sujeto.

o Es adecuado el procedimiento para obtener el consentimiento informado.
o La capacidad del investigador y los medios disponibles son adecuados para llevar a cabo el estudio.

o El alcance de las compensaciones econdmicas previstas no interfiere con el respeto de los
postulados éticos.

o Se cumplen los preceptos éticos formulados en la Orden SAS 3470/2009 y la Declaracion de Helsinki
de la Asociacion Médica mundial sobre principios éticos para las investigaciones médicas en seres
humanos y en sus posteriores revisiones, asi como aquellos exigidos por la normativa aplicable en
funcion de las caracteristicas del estudio.

Es por ello que el Comité informa favorablemente sobre la realizacion de dicho proyecto por el Dr. M.
Joaquin de Nova Garcia como investigador principal en la Facultad de Odontologia de la Universidad
Complutense de Madrid.

Lo que firmo en Madrid, a 22 de febrero de 2013

Dra. Mar Garcia Arenillas
Secretaria del CEIC Hospital Clinico San Carlos

Hospital Clinico San Carlos
Doctor Martin Lagos, s/n. Madrid 28040 Madrid Espafia

Tel. 91 330 34 13 Fax. 91 330 32 99 Correo electrénico ceic.hcsc@salud.madrid.org
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ANEXO 11

El presente trabajo fue auspiciado en sus inicios [Trabajo Fin de Master en CC
Odontolégicas (2015)] con la ayuda de la Fundacién Mutua Madrilefia. X
Convocatoria para la adjudicacién de Ayudas a Proyectos de Investigacién en

Salud 2013 (AP123942013). Investigador principal: Dr.M.Joaquin de Nova

Garcia.
FUNDAClON Conoce Ia Fundacién | Noticiss | Mutus Madrilefia
MUTUAMADRILENA
Noestva ‘FWMR de ser Cultura Accion Social Salud Seguridad Vial

Becas Convenios Cursos Ayudas ala i icaci Ci Consejos de

YW

Salud » Ayudas a la Investigacion

La finalizacién del presente trabajo de investigacién (Tesis Doctoral (2018) ha
recibido el apoyo institucional de la UCM vy la Fundacién AHUCE a través de un

convenio de colaboracion:

FUND 4CION

W&
H ac E UNIVEESIDAD
Osteogénesis imperfecta COMPLUTENSE

MADRID

Patrocinio de la FUNDACION AHUCE en el marco del:

Convenio de colaboracién UCM-Fundacién AHUCE
Linea de investigacion: “Contribucion de las repercusiones orales y
craneofaciales al diagnéstico actual de la Osteogénesis Imperfecta y a su

modulacién terapéutica”

Investigador principal: M. Joaquin de Nova Garcia.
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ANEXO 11l

CODIGO:: s

CONSENTIMIENTO INFORMADO / ASENTIMIENTO DEL MENOR

Doy mi consentimiento para la exploracion odontolégica de mi hijo/a: ..................c...oc...
AAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAAA (*), y formar parte de un estudio cuyo objetivo es la investigacién
de las repercusiones orales y craneofaciales de la Osteogénesis Imperfecta, y que llevan a
cabo Profesores Odontopediatras de la Facultad de Odontologia de la Universidad
Complutense de Madrid (Curso de Postgrado: Especialista en odontologia integrada en el nifio
con necesidades especiales), en colaboracién con Pediatras del Hospital Universitario de
Getafe.

Se me ha explicado que la exploracion seréa realizada por Médicos Estomatélogos y
QOdontologos, especialistas en Odontopediatria, y consistira en un examen clinico de
la boca, y una exploracién radiogréafica, que consta de una radiografia panoramica,
para el diagnéstico de alteraciones no visibles al examen clinico y, si hay alguna
maloclusién que requiere tratamiento correctivo, una teleradiografia lateral de créaneo
para el diagnéstico ortodéncico.

Me comunicaran todos aquellos hallazgos relevantes para su salud y, en su caso, las
orientaciones terapéuticas adecuadas.

Durante todo el proceso se protegera la méxima confidencialidad del nifio/a mediante un cédigo
numérico, respetando la Ley Organica de Protecciéon de Datos de caracter personal, 15/1999
de 13 de diciembre.

Soy consciente de mi participacion voluntaria y de la posibilidad de renunciar a formar
parte del estudio en cualquier momento.

Madrid, a ........ e st A de 200.....

(" El nifio recibird informacién adaptada a su nivel de entendimiento y se le solicitard su
asentimiento y consentimiento, en mayores de 11 afios.
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ANEXO IV

SEXO EDAD TIPO Ol RESALTE |[OBREMORDIDAPINAMIENTJ OCLUSION M.A.L M.A.A M.C.P.B M.C.P.L OTROS PUNT.TOTAL

1 F 11 1l 0 0 1 6 96 0 2 1 1 107
2 M 13 \% 0 0 2 6 0 1 0 4 0 13
3 M 9 Il 4 0 1 6 12 0 0 2 2 27
4 F 16 Il 0 0 2 4 30 0 0 2 4 42
5 F 13 I\ 4 0 1 6 48 6 0 6 10 81

6 M 11 | 2 2 1 0 0 0 0 0 2 7

7 M 9 Il 20 0 2 6 22 1 0 4 2 57
8 M 13 Il 0 3 1 2 0 0 0 4 0 10
9 F 8 il 1 0 1 2 0 6 0 6 2 18
10 M 11 | 0 0 0 0 0 0 0 6 8 14
11 M 9 \% 0 0 2 0 0 0 0 1 0 3

12 F 14 IV 2 3 2 2 20 0 0 0 0 29
13 M 8 | 1 0 2 0 0 1 0 0 2 6

14 M 11 | 3 0 1 0 16 0 0 1 0 21

15 F 16 Il 16 0 1 6 6 13 0 4 0 46
16 F 7 | 1 0 1 2 0 6 0 0 1 11

17 M 9 Il 0 0 4 0 0 8 0 1 0 13
18 M 14 \% 0 0 0 6 42 1 0 6 12 67
19 F 8 il 1 0 1 0 0 0 0 0 2 4

20 M 14 1l 0 0 1 2 6 1 0 0 4 14
21 F 9 Il 1 0 4 0 0 2 0 3 0 10
22 M 7 | 16 0 1 2 0 16 0 6 2 43
23 F 14 | 0 0 1 0 0 0 0 1 0 2

24 M 22 \% 6 2 1 3 12 0 0 7 10 41

25 M 14 \% 2 2 1 4 36 0 0 4 2 51

26 F 18 Il 0 0 2 2 0 14 0 0 0 18
27 F 17 Il 5 0 1 8 8 6 0 4 2 34
28 F 6 | 1 0 1 0 0 1 0 0 3 6

29 F 10 il 4 0 2 2 10 0 0 8 2 28
30 F 10 | 0 2 2 0 4 0 0 2 0 10
31 F 8 \ 1 0 1 2 0 14 0 3 2 23
32 F 16 il 40 5 4 10 0 0 0 1 0 60
33 M 17 il 40 0 2 12 12 16 2 16 0 100
34 F 14 | 8 0 2 8 12 0 0 7 0 37
35 F 11 | 2 0 4 2 0 4 0 0 0 12
36 M 7 \ 8 0 2 0 0 28 0 0 0 38
37 F 11 | 0 3 1 0 0 0 0 0 0 4

38 M 11 Il 8 0 1 2 0 0 0 1 2 14
39 M 14 il 16 3 0 10 0 0 0 6 2 37
40 M 8 \% 8 0 1 4 64 0 0 0 0 77
41 M 8 | 8 0 2 4 0 1 0 3 0 18
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ANEXO V

SEXO EDAD TIPO OI RESALTE |OBREMORDIDAPINAMIENTJ OCLUSION M.A.L M.A.A M.C.P.B M.C.P.L ANB SN-GOGN IMPA OTROS  [PUNT.TOTAL]
1 F 11 0 0 1 6 96 0 2 1 0 0 0 1 107
2 M 13 0 0 2 6 0 1 0 4 0 3 0 0 13
3 M 9 4 0 1 6 12 0 0 2 0 3 0 2 27
4 F 16 0 0 2 4 30 0 0 2 0 0 5 4 42
5 F 13 4 0 1 6 48 6 0 6 0 5 0 10 81
6 M 11 | 2 2 1 0 0 0 0 0 0 0 0 2 7
7 M 9 20 0 2 6 22 1 0 4 4 3 0 2 64
9 F 8 1 0 1 2 0 6 0 6 0 12 0 2 30
10 M 11 | 0 0 0 0 0 0 0 6 0 1 2 8 17
11 M 9 0 0 2 0 0 0 0 1 0 1 0 0 4
12 F 14 2 3 2 2 20 0 0 0 0 5 0 0 34
13 M 8 | 1 0 2 0 0 1 0 0 0 0 0 2 6
14 M 11 3 0 1 0 16 0 0 1 0 7 0 0 28
15 F 16 16 0 1 6 6 13 0 4 4 4 0 0 54
16 F 7 | 1 0 1 2 0 6 0 0 0 0 0 1 11
17 M 9 0 0 4 0 0 8 0 1 0 12 0 0 25
18 M 14 0 0 0 6 42 1 0 6 4 10 0 12 81
25 M 14 2 2 1 4 36 0 0 4 0 3 0 2 54
27 F 17 5 0 1 8 8 6 0 4 4 3 0 2 41
28 F 6 | 1 0 1 0 0 1 0 0 0 0 0 3 6
32 F 16 | 40 5 4 10 0 0 0 1 4 2 5 0 71
34 F 14 | 8 0 2 8 12 0 0 7 4 0 0 0 41
85 F 1 | 2 0 4 2 0 4 0 0 0 7 5 0 24
37 F 11 | 0 3 1 0 0 0 0 0 0 0 0 0 4
41 M 8 | 8 0 2 4 0 1 0 3 0 0 0 0 18
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ANEXO VI

SEXO EDAD TIPO OI AP. INCISIVO [ DIASt. INTERINC. | ESP. PRIMATE ARCADA M.C.P. M.C.P. LC.A. REL. INCISAL REL. CANINA REL. MOLAR PUNT. TOTAL
1T M 7 \% 0 0 0 2 0 0 0 6 2 2 12
2T F 4 | 0 0 0 2 0 0 3 6 2 3 16
3T M 4 | 1 1 0 0 0 0 0 0 2 2 6
47 F 7 | 0 0 0 0 0 0 0 0 0 0 0
5T F 5 1] 1 1 0 0 0 1 3 0 0 0 6
6T F 7 | 1 1 1 0 2 1 3 3 3 3 18
T F 7 -V 1 1 1 1 0 1 0 3 0 0 8
8T M 5 | 0 0 0 0 0 0 0 0 ] 0 0
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ANEXO VIl

PACIENTE 47T :

Sexo y edad: Femenino 7A
Tipo de Osteogénesis: 1

lnmmnnmu PUNTUACGON INDICE MALOGLUSION PUNTUAQON CASO
$1:1 PUNTO
APIRAMIENTO INQSIVO 0800 PUNTOS 0 puntos
$1:0 PUNTOS
DRASTEMAS INTERNCSIVOS. | 07 0L 0 puntos
S0 PUNTOS
ESPACIOS PRIMATE pospiropnd 0 puntos
'mw \SENELPLAND | INTUACION INDICE MALOGLUSION PUNTUACION CASO
REDONDA: O PUNTOS
FORMA DE ARCADA CUADRADA: 1 PUNTO 0 puntos
TRIANGULAR - 2 PUNTOS
MORDIDA CRUZADA  |31:2 PUNTOS
POSTERION BRATERAL | WO -0 PUNTO O pumies
MORDIDA CRUZADA  [51:1 PUNTOS
POSTERIOR UNRATERAL | WO -0 PUNTO O pumies
MORDIDA CRUZADA  |51:3 PuNTOS
ANTERIOR/BORDE A BORDE | WO -0 PUNTOS 0 purtos
PROSLEMAS EN EL PLANO
SAGITALY VERTIAL PUNTUACION INDICE MALOGLUSION PUNTUACION CASO
RESALTE AUMENTADO: 3 PUNTOS
RESALTE INVERTIDO: 3 PUNTOS
RRLACOM mCEAL SOBREMORDIDA: 3 PUNTOS O pusios
MORDIDA ABIERTA: 3 PUNTOS
CLASE 0 PUNTOS
RELACON CANINA CLASE I 2 PUNTOS 0 puntos
CLASE Mt 3 PUNTOS
ESCALON DISTAL: 0 PUNTOS
PLAND TERMINAL RECTO: 1 PUNTO
RRLAGON MOLAR ESCALON MESIAL CORTO - 2 PUNTOS O pumioe

196



ANEXO Vil
PACIENTE 2 :

Sexo y edad: Masculino; 13a
Tipo de Osteogénesis: IV
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PLANTILLA DE TOMA DE DATOS (INDICE DE DISCREPANCIA)

PUNTUACION TOTAL LD D

APINAMIENTO Puntuacién LD

0-3mm

MORDIDA CRUZADA

POSTERIOR LINGUAL ! untuacion LD

Por milimetros y diente
cruzado

MORDIDA CRUZADA

POSTERIOR BUCAL Funtuacdén LD

Por milimetros y diente
cruzado

OTROS
Dientes supernumerario

Dicnics permanente anqetiosadoy Deende tmpactadoy’ Agenesta

Discrepancia de lineas medias (> 3 mm)

PACIENTE: D

SOBREMORDIDA

1-3mm

Puntuaciéon 1L.D

31-5mm

51-7 mm

OCLUSION
Chasel
Tendencia Clase [l o IT1

Puntuacién LD

Clhasellolll
Clase 11 o 1Tl completa

MORDIDA ABIERTA
ANTERIOR

0 mm (borde 2 barde)

Puntuaciéon 1L.D

MORDIDA ABIERTA

LATERAL Puntuaciéon LD

Por milimetros y diente

CEFALOMETRIA

ANB >6 0 <-2

SN-GO-GN =37
SN-GO-GN >3~
SN-GO-GN <2

IMPA > 98

Puntuacién LD

1 punta/ diente super
2 punttos/ diente
2puntos
2 puntos

Puntuaciéon LD

198



199



	PORTADA
	AGRADECIMIENTOS
	ÍNDICE
	ABSTRACT
	RESUMEN
	1. INTRODUCCIÓN
	1.1. Oclusión normal y maloclusión
	1.2. Osteogénesis imperfecta

	2. ANTECEDENTES
	2.1. Alteraciones craneofaciales en OI
	2.2. Severidad de la maloclusión en pacientes con OI

	3. JUSTIFICACIÓN E HIPÓTESIS
	4. OBJETIVOS
	5. MATERIAL Y MÉTODO
	5.1. Universo del estudio
	5.2. Muestra del estudio
	5.3. Material
	5.4. Muestra de controles
	5.5. Método
	5.6. Método estadístico

	6. RESULTADOS
	6.1. Dentición mixta y definitiva
	6.2. Análisis Muestra Subgrupo
	6.3. Dentición temporal

	7. DISCUSIÓN
	7.1. Dentición permanente y mixta
	7.2. Dentición temporal

	8. CONCLUSIONES
	9. REFERENCIAS BIBLIOGRÁFICAS
	10. ANEXOS

