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1 Introduccion



1.1 Osteogénesis imperfecta

La osteogénesis imperfecta (OI) es un grupo fenotipico y genéticamente
heterogéneo de displasias 6seas hereditarias (1), caracterizado por huesos
que se rompen facilmente, literalmente significa "hueso formado de manera
imperfecta". Las personas con OI tienen un defecto genético que afecta la
capacidad del cuerpo para formar huesos fuertes también se Ilama
"enfermedad de los hueso de cristal". Los pacientes afectados severamente
tienen fracturas multiples desde la infancia, fracturas espontaneas vy
relacionadas con un trauma minimo, en los afectados mas grave, los nifios

generalmente mueren en el periodo neonatal (2).

La OI es una enfermedad clinica rara, que ocurre a una tasa de 1 /
10,000y 1/ 25,000 en todo el mundo. La falta de una buena comprensién de
las dificultades en el diagndstico, tratamiento optimo y el reciente progreso
de la enfermedad en el mundo relacionado con problemas de salud, esto
podria resultar en problemas para los médicos, tales como diagndsticos

perdidos, errores de diagndstico o litigios (3).

La OI es una enfermedad hereditaria causada por un defecto de
colageno, principalmente causada por mutaciones de los genes que codifican

las cadenas del gen del colageno tipo 1, que generalmente conduce a una OI



autosomica dominante. El colageno tipo I, es una estructura en forma de barra
formada por un trimero de 2 subunidades COL1A1 y 1 COL1A2, que requiere
modificacidn postraduccional. A pesar de que la manifestacion clinica primaria
involucra el esqueleto, la osteogénesis imperfecta es un trastorno

generalizado del tejido conectivo.

Basando en signos clinicos, la primera clasificacion de OI es de David
Sillence en 1979 (4). Este autor dividid la enfermedad en cuatro tipos (de I a
IV). La mayoria de los casos de OI (posiblemente 85-90%) son causados por
una mutacién dominante en un gen que codifica el colageno tipo 1. Se han
publicado varias clasificaciones centrandose en los genes alterados y la
gravedad de las caracteristicas clinicas, pero la publicada por Sillence en 1979
y revisada en 2010 y 2015 es la mas aceptada. En 2011, Forlino et al
proponen una nueva clasificacién segun el fenotipo (leve, moderado, severo,
muy severo o letal), que atribuye los originales 4 tipos de Sillence a
mutaciones en COL1A1 y COL1A2 (5). Marini et al 2017, usaron la clasificacion
genética resumida en la (TABLA 1) cuando se refiere al tipo de osteogénesis

imperfecta (6).



Impairment of collagen synthesis and structure

COL1Al or Collagen al(l) (COL1AL) or a2{l) [, 1L, 1 ar IV AD #166200  Classic phenotype [see BOX 1)
COL1AZ (COL1AZ) * 166210
* 250420
* 166220
Compromised bone mineralization
IFITM5 Bone-restricted interferon-induced  V AD 610967 Mormal-to-severe skeletal deformity,
transmembrane protein-like protein intransseous membrane ossifications,
(BRIL; also known as IFMS) radiodense band and radial head
dislocation, normal-to-blue sclerae
and sometimes hearing loss
SERPINF1 Pigment epithelium-derived factor VI AR 613982 Moderate-to-severe skeletal deformity, the
(FEDF) presence of ostenid, fish-scale appearance of

lamellar bone pattern and childhood onset
Abnormal collagen post-translational modification

CRTAP Cartilage-associated protein{CRTAP) - VI AR 610632 Severe rhizomelia with white sclerae
F3H1{previcusly  Prolyl 3-hydroxylase 1 (F3H1) Vil AR 610915
knownas LEPRE1)
PrIB Peptidyl-prolyl cis—trans isomerase B 1X AR 259440 Severe bone deformity with grey sclerae
(PPlase B)
Compromised collagen processing and crosslinking
SERPINHI Serpin H1 (also known as HSP4T7) X AR 613548 Severe skeletal deformity, blue sclerae,
dentinogenesis imperfecta, skin
abnormalities and inguinal hernia
FEBP10 65kDa FK506-binding protein Xl AR 610968 Mild-ta-severe skeletal deformity, normal-
(FKBPGS) to-grey sclerae and congenital contractures
PLODZ Lysyl hydroxylase 2 (LHZ) Mo type AR 609220 Moderate-to-severe skeletal deformities
and progressive joint contractures
BMP1 Bone morphogenetic protein 1 X AR 614856 Mild-to-severe skeletal deformity and
(EMP1) umbilical hemia
Altered osteoblast differentiation and function
SPT Transcription factor SP7 (also known X AR 613849 Severe skeletal deformity with delayed
as osterix) tooth eruption and facial hypoplasia
TMEM356 Trimeric intracellular cation channel X1V AR 615066 Severe bone deformity with normal-to-blue
type B(TRIC-B; also known as TM38B) sclerae
WNT1 Proto-oncogene Wint-1 (WNT1) bAY = AR «615220  Severe skeletal abnormalities, white sclerae
*AD # Unknown  and possible neurological defects
CREB3L1 Old astrocyte specificallyinduced XV AR 616229 Severe bone deformities
substance (DASIS; also known as
CR3L1)
SPARC SPARC (also known as osteonectin) - XV AR 616507 Progressive severe bone fragility
METP52 Membrane-bound transcription xviil KR Unknown  Moderate-to-severe skeletal deformity,
factor site-2 protease (52F) light blue sclerae, scoliosis and pectoral
deformities

Tabla 1: Marini et al 2017 clasificacién genética de la OI (6).



1.1.1 Hallazgos orales de la osteogénesis imperfecta

Los efectos patoldgicos de la OI en los tejidos dentales y la cavidad
oral generalmente se desarrollan en la vida temprana y, por lo tanto, puede
influir en la calidad de vida relacionada con la salud oral CVRSO, durante la
infancia y la adolescencia. Manifestaciones orofaciales a menudo asociadas
con OI incluye dentinogénesis imperfecta DI, retencion de dientes

permanentes, caries, maloclusion dental y deformidades esqueléticas (7).

Dientes afectados por DI se presentan con un tono opalescente
grisaceo, parduzco o amarillento. Aunque el esmalte es normal en grosor y
radiodensidad, a menudo se desgasta, dejando asi la dentina blanda expuesta
al desgaste, que puede conducir a una rapida y severa perdida del tejido
dentario. Los hallazgos radiograficos revelan extensiones ampulosas de la
camara pulpa, raices cortos y coronas bulbosas que se contraen en el cuello
(8). La camara pulpar y los conductos radiculares pueden estar parcial o
totalmente obliterados, en algunos casos, también se observa radiolucidez

periapical (9).

La DI se observé predominantemente en pacientes adultos con OI
moderada a severa (10). DI tipo I es asociado con OI y DI tipo II y III son
trastornos autosémicos dominantes, no asociado con OI. La distincién entre
DI tipo II y III no estd clara. Las manifestaciones clinicas, radiograficas e
histolégicas de DI tipos I y II son similares (11)(9) y segun la literatura el
28% a 73% de las personas con OI exhiben DI tipo I. La prevalencia es mas
alta en OI tipos III y IV (9)(12)(13)(14). Los dientes primarios son mas
gravemente afectados que los dientes permanentes (12). En el examen

histoldogico, en dientes con DI, la dentina se caracteriza por la existencia de



tubulos dentinarios irregulares, areas amorfas, células incrustadas y escasa
calcificacion (9,15,16). La frecuencia de DI varia con la gravedad del fenotipo
y se ha informado que afecta al 31% de las personas con OI tipo I y hasta el
86% de pacientes con OI tipo III (17).

Las impactaciones dentales y erupciones ectdpicas, son otros hallazgos
orales de la OI, las cuales suelen cursar con mordidas abiertas en el caso de
impactaciones, empeorando de este modo cualquier maloclusién dental. La
impactacidon del primer y segundo molar permanente es la alteracion mas

prevalente en pacientes con OI tipo lll y IV (7,18).

La prevalencia de caries en OI no se ha evaluado con mucho detalle
en la literatura. Un estudio realizado en 40 nifios con OI tipo III y IV notd que
la caries parecia ser un hallazgo raro (19). Otro estudio evaluaron la caries en
60 niflos y adolescentes con IO tipos I, III y IV, concluyeron que la prevalencia
de caries fue similar a la encontrada en poblacion general (9). Esto esta en
contraste con la hipotesis de que la histologia dental alterada en DI impide la
propagacién de caries (20). En un estudio de los mas grandes hasta la fecha
realizado sobre 319 nifios con OI no se encontré evidencia de que la
Prevalencia y experiencia de caries difiera entre los tipos de OI y la existencia
o no de DI. También revelé que la presencia de DI cuando se controlaba por
otros factores era el predictor significativo de prevalencia y experiencia de

caries (21).



Thuesen et al., 2018, realizaron un estudio para comparar las
manifestaciones orales en adultos holandeses con OI, un examen oral de 73
pacientes con OI, la mayoria (75.3%) eran del tipo I, los pacientes fueron
diagnosticados con dentinogénesis imperfecta (DI) si tenian signos clinicos y
radiolégicos de DI. En el analisis de datos, la OI leve (tipo I) se compard con
la OI moderada a severa (tipo III y IV). Como resultados del estudio la
decoloracidon de los dientes fue prevalente en pacientes con OI moderada-
severa en comparacion con leve. La constricciéon cervical y la obliteracién
pulpar fueron hallazgos frecuentes en pacientes con OI moderada a severa,
mientras que los calculos pulpares y el taurodontismo se diagnosticaron en
pacientes con OI leve solamente. Se encontrd DI en el 24.7% de los pacientes
con OI y considerablemente mas frecuente en pacientes con moderado-
severo. El nimero de dientes con coronas artificiales fue significativamente
mayor en pacientes con OI moderada-severa que en pacientes con OI leve. El
nimero de dientes con empastes en pacientes con OI leve fue

significativamente mayor que en pacientes con OI moderada-severa (22).

Las manifestaciones craneofaciales, orales y dentales se observan con
frecuencia y pueden ser de gran importancia en el diagndstico si los signos
fisicos y los sintomas de OI no son consistentes y el diagndstico médico es
incierto (23). La maloclusidon esquelética de clase III se ha descrito en la
mayoria de los pacientes diagnosticados con tipo III y tipo IV. El grado de las
manifestaciones orales parecen ser mas graves en OI tipo III, ya que este tipo
se asocia con deformidades craneofaciales mas graves y una mayor

prevalencia de DI que formas mas leves de OI, como OI tipo I y IV (1,24).



Las maloclusiones en estos individuos aumentan a medida que los
pacientes avanzan en edad. Los pacientes con OI presentan poca dimensién
vertical, relativo prognatismo mandibular, hipodivergencia facial, un

crecimiento mandibular antihorario y hacia delante (19).

1.2 Calidad de vida

En 1948, la Organizacidon Mundial de la Salud (OMS) definié " la salud
no solo como la ausencia de enfermedades, sino como la condicién de un
perfecto bienestar fisico, mental y social". Tal definicion generd6 muchas
criticas porque no permite una comprension objetiva de lo que es el "bienestar
completo". Este es un concepto bioldgico perteneciente al paradigma médico
centrado en agentes etioldgicos y resultados clinicos. Las raices filoséficas de
su modelo estan ancladas en la idea de dualidad entre cuerpo y mente, en la
cual la mente y el cuerpo son entidades separadas, y la salud y la enfermedad

son vistas como fendmenos estrictamente bioldgicos (25).

En 1995, el Grupo de Calidad de Vida de la Salud Mental de la OMS
definid la calidad de vida como " la percepcion individual de su posicion en la
vida en el contexto del sistema de cultura y valores en que vive y en relacion
con sus objetivos, expectativas, estandares y preocupaciones " (26). De
acuerdo con este concepto, se infiere que la CV es un concepto subjetivo y
amplio, ya que depende de la percepcién del paciente. Es multidimensional y
se compone de diferentes dimensiones, positivas o negativas (27). Estos
conceptos demuestran que la calidad de vida no puede interpretarse desde
una perspectiva estrecha; por el contrario, debe tener en cuenta la

Particularidades de cada grupo a investigar.



1.2.1 Calidad de vida relacionada con salud oral

La salud oral es parte de la salud general y se reconoce como un
elemento esencial para la calidad de vida. La investigacion en esta area ha
desarrollado el concepto de "calidad de vida relacionada con la salud oral"
CVRSO, que incluye cuatro categorias: factores funcionales, factores

psicoldgicos, factores sociales y existencia de molestias o dolor (27).

Varias condiciones afectan la CVRSO en la vida diaria de muchos
pacientes. Mucha gente en todo el mundo, especialmente los mas pobres,
todavia estan afectados por problemas orales como caries, enfermedades
periodontales problemas de masticacién, menor ingesta de alimentos con la
consiguiente pérdida de peso, insomnio, irritabilidad y baja autoestima.
Durante muchos afios, la salud oral fue determinada Unicamente por la clinica,
gue no permitid una evaluacidon del verdadero impacto de las enfermedades

orales en la vida diaria de los pacientes (28).

La Organizacion Mundial de la Salud (OMS) publicé, en 1995, un
proyecto para desarrollar un método internacional para evaluar la calidad de
vida, la evaluacién de la calidad de vida de la Organizacion Mundial de la Salud
OMSCVRS (26). El objetivo del proyecto era resaltar el valor de Comprender
las percepciones de los pacientes sobre su calidad de vida para decisiones del
tratamiento, y la aprobacion de nuevos medicamentos (29). Este cambio del
modelo también ha provocado transformaciones en el area dental, con un

aumento en las investigaciones que buscan relacionar el estado de salud bucal



de la poblacién a otras enfermedades y, en consecuencia, su relacién con
calidad de vida (30).

1.2.2 Herramientas para medir la CVRSO

Existen muchas herramientas para evaluar las dimensiones que miden
oralmente la salud y calidad de vida de los pacientes. Para medir los impactos
de lesiones orales en la calidad de vida de los individuos, los estudios
epidemioldgicos han utilizado mediciones clinicas y mediciones basadas sobre
la autopercepcién de los pacientes sobre los impactos que pueden causar los

problemas orales en su vida diaria y en su salud (31)(32).

Los mas aplicados son el OHIP (The Oral Health Impact Profile) y su
versidn abreviada (OHIP-14), el GOHAI (Oral geriatrico indice de evaluacién
de salud), el DIDL (Impactos dentales diarios Living) y el OIDP (Impactos
orales en las actuaciones diarias) (27)(33). Estos instrumentos fueron
disenados para ser utilizados por adultos. Sin embargo, el OHIP y el OIDP

también se han aplicado en investigacion con adolescentes (34).

El Perfil de Impacto de Salud Oral conocido por sus siglas en inglés
OHIP es uno de los instrumentos mas utilizados para la evaluacion de la

percepcidon sobre salud oral en pacientes y su impacto en la calidad de vida



diaria (35)(36)(37), cuyo enfoque estd basado en la frecuencia de los
impactos percibidos (38). La versidon extendida original (OHIP-49) consta de
49 items que fueron desarrollados sobre la base de un modelo tedrico de la
OMS, que posteriormente fue adaptado por Locker (36), desarrollada en
Australia (39).

La version original fue simplificada a una version de 14 items (OHIP-
14), que ha demostrado ser un cuestionario confiable, a pesar de ser corto
(36). Ha sido validado en mas de 20 idiomas (40), tales como: chino, francés,
aleman, japonés, malayo, portugués, inglés, somali, sueco, etc.(36) El OHIP-
14SP, que corresponde a la version espanola, ha demostrado ser un
instrumento preciso, valido y confiable para evaluar la CVRSO entre los
adultos de la poblacidon espanola. Es ampliamente utilizado en varios estudios,
tanto transversales como longitudinales (41) y aceptado internacionalmente
(36)(38,42).



2 Antecedentes



2.1 Calidad de vida en adultos con OI

Las personas con osteogénesis imperfecta tienen baja masa y fragilidad
O0sea, lo que resulta en susceptibilidad a fractura de huesos largos,
compresiones vertebrales, deformidad variable de huesos largos, costillas y
columna vertebral, y deficiencia sustancial de crecimiento. Otras
caracteristicas secundarias asociadas que pueden estar presentes, incluidas
las esclerdticas azules, pérdida auditiva conductiva o sensorial, dentinogénesis
imperfecta, maloclusion basilar invaginacién (es decir, una deformidad del
desarrollo que causa un estrechamiento del agujero magno (la abertura del
craneo por donde pasa la médula espinal al cerebro), escoliosis, deterioro de
la funcién pulmonar, anomalias de la valvula cardiaca, debilidad muscular y

laxitud ligamentosa (6,43).

La calidad de vida fisica de los adultos con OI parece ser menor que la
de la poblacién general, y los individuos con tipos de OI mas graves informan
una peor calidad de vida. Por otro lado, la calidad de vida mental y psicosocial
es igual o mejor en individuos con OI que la de la poblacion general. El dolor,
actividades limitadas por escoliosis y la participacion restringida debido a la
disminucion funcional se asocian con niveles mas bajos de calidad de vida
fisica. La calidad de vida en la poblacion adulta no se debe descartar para
ofrecer intervenciones adecuadas centradas en el cliente durante toda la vida

(44). En general los servicios médicos y la rehabilitacion comienzan temprano



en la vida de las personas con OI, con el objetivo a largo plazo de optimizar

la salud y el bienestar, a pesar de la fragilidad y la deformidad dseas.

Los estudios han demostrado que los adultos con tipos de OI moderado a
severo pueden tener limitaciones de actividad en el autocuidado y la movilidad
(45) y restricciones de participacion en el empleo, actividades deportivas y
transporte (46). Estos hallazgos pueden estar asociados con una disminucién
de la calidad de vida, pero la suposicién de que las personas con discapacidad
tienen una menor calidad de vida y la satisfaccion general con la vida ha sido

cuestionada (47).

La promocidn de la calidad de vida ha sido defendida como un objetivo
pediatrico por la OMS y se ha convertido en el objetivo de la préxima frontera
en la atencién médica de las personas con enfermedades genéticas raras (48),
Ademas, identificar los factores que estan asociados con una mejor o peor
calidad de vida es importante (49), para guiar las intervenciones y disefar

investigaciones dirigidas a optimizar el bienestar.

En general, los adultos con OI tienen puntaje de calidad de vida fisica
significativamente menor que la poblacion general demostrado en tres

estudios (50-52). En estos mismos estudios no hubo diferencias significativas



en los puntajes del dominio mental, aunque la funcién social y el rol emocional
eran algo mas alto, pero no significativamente. En términos de niveles de
participacion, dos estudios encontraron que los adultos con OI tienen logros
académicos o tasas de empleo similares (75% de trabajo a tiempo completo)
gue no son diferentes en comparacién con la general poblacion, pero estas

tasas caen en individuos no ambulatorios (51,52).

2.2 Calidad de vida relacionada con salud oral

Los indicadores subjetivos de la salud bucal son una herramientas para
mejorar comprender las demandas de los pacientes, ya que pueden medir
necesidades informadas por ellos (30) y completar la informacién
proporcionada por indices clinicos, que no son sensibles a la percepcion de
dolor y estética, por ejemplo. Dichos indicadores deben utilizarse como
complemento para el diagnédstico clinico, para determinar tratamientos, la
posibilidad de mejora, y la CVRSO de los pacientes (30,35). Por lo tanto, la
medida de la calidad de vida es fundamental ya que nos permite estudiar los
efectos de un tratamiento o enfermedad, las expectativas del paciente y como

lo percibe segun su entorno (53).



Najirad et al 2018, realizaron un estudio transversal sobre la CVRSO
en ninos y adolescentes con OI. El objetivo de este estudio fue explorar la
influencia de la gravedad de la OI en la calidad de vida relacionada con la
salud oral en 138 nifios y adolescentes de 8- 14 anos con dicha enfermedad.
Para ello se uso el cuestionario CPQ 8-10 que contiene 25 preguntas se uso
para nifos entre 8 y 10 afos, y el CPQ 11-14 que contiene 37 preguntas para

ninos de 11 a 14 anos.

Los nifos fueron reclutados en el contexto de un estudio multicéntrico
longitudinal (Consorcio de Enfermedades de los Huesos Fragiles) que inscribe

a personas con OI en 10 centros de América del Norte.

Estos cuestionarios estan compuestos por cuatro dominios de salud:
sintomas orales, limitacién funcional, bienestar emocional y bienestar social
relacionados con la salud bucal. Las variables recolectadas fueron clasificadas
en tres niveles: (1) caracteristicas sociodemograficas; (2) condiciones
médicas y fisicas; y (3) CVRSO. Se les pidié a los participantes del estudio
que completaran el cuestionario sin ayuda de los padres o investigadores.

También se hizo examen clinico oral a todos los participantes.

Como resultados del estudio, las puntuaciones del CPQ8-10 fueron
similares entre los tipos de IO en nifios de 8 a 10 afos. En el grupo de 11 a

14 afos, los puntajes del CPQ11-14 fueron significativamente mas altos (es



decir, peores) para los tipos de IO III y IV (24.7 y 23.1) que para OI tipo I
(16.5). Al comparar los dominios, la limitacién funcional tuvo un mayor
impacto negativo en la CVRSO en adolescentes que padecian IO tipo III o IV

en comparacion con los de IO tipo I (54).

Ademas se vio que DI es mas frecuente en OI tipo III y IV en
comparacion con el tipo I. Hubo mas pacientes con maloclusién de clase III
entre adolescentes con OI tipo III en comparacion con el tipo IV y en el tipo

IV en comparaciéon con el tipo I.

Correa et al 2017, realizaron un estudio con el objetivo de evaluar el
estado de salud oral en pacientes con LES en comparacidén con sujetos control
sin enfermedades reumaticas y determinar las consecuencias del estado de
salud bucal en la calidad de vida en estos dos grupos. El total de los
participante 151, 75 de ellos con lupus eritematoso sistémico (LES) y el grupo
control de 76 participantes, la edad media de los participantes es de 39 anos.

Se han recogido datos sociodemograficos y clinicos (presencia de
caries, examen periodontal y flujo de saliva) usando indices conocidos. Para

valora la CVRSO se realizaron entrevistas utilizando OHIP-49. La actividad y



el dafio de la enfermedad de LES se evaluaron usando indices conocidas por

American College of Rheumatology.

Al ver los resultados se vio que los pacientes con LES presentaron peor
CVRSO que los controles. La diferencia significativa fue en la discapacidad
fisica de las personas. En general, el puntaje del perfil de impacto en la salud
oral fue mayor en individuos con dafio moderado de LES en comparacion con
individuos con LES sin dafo. Los pacientes con LES tuvieron un impacto

negativo en su calidad de vida por la condicidon oral (55).

Tashbayev et al 2020, Universidad de Oslo, Noruega, realizaron un

estudio para comparar la calidad de vida y la CVRSO entre pacientes con

sindrome de Sjogren (SS) y pacientes con no sjogren sicca (noSS).

Todos los participantes eran mujeres de 30 a 80 anos, no tenian otras
enfermedades que pudieran explicar la sintomatologia de sequedad, Sesenta
pacientes con SS (grupo SS), 22 pacientes con sicca no SS (grupo noSS) y 43
sujetos sanos (grupo control). En el articulo hablan con detalle los criterios de

inclusién y exclusion.



La calidad de vida se evalud utilizando la encuesta (short form healthy
servey SF-36) versidn noruega; el cuestionario consta de 36 items que miden
ocho dimensiones de la calidad de vida (funcionamiento fisico, funcion fisica,
dolor corporal, salud general, vitalidad, funcionamiento social, rol emocional,
salud mental), en cambio la calidad de vida relacionada con salud oral se
evalud con el cuestionario mas usado en la literatura el OHIP-14. Antes del
examen clinico oral los participantes contestaron un cuestionario especifico
para determinar la gravedad de la xerostomia. Todos los participantes se
sometieron a examenes oculares subjetivos y objetivos en la Clinica noruega

de ojos secos.

Viendo los resultados, la evaluacidon de SF-36 de calidad de vida reveld
en general que los grupos SS y noSS tienen menor calidad de vida en
comparacion con el grupo control, El grupo noSS tuvo puntuaciones medias
significativamente mas bajas que el grupo SS para las dimensiones de rol
fisico, vitalidad y salud general. Los grupos SS y noSS tuvieron puntuaciones
similares en la dimensién de salud mental. Los pacientes con SS y noSS
tuvierion un perfil de impacto muy alto (peor calidad de vida) en comparacion
con el grupo control, también se ha demostrado que el grupo noSS al ser
mas grave tuvo peor calidad de vida que el grupo SS, especificamente en los

dominios limitacidn funcional y discapacidad psicoldgica (56).



3 Hipotesis y justificacion



3.1 Justificacion

Los efectos patoldgicos de la OI en los tejidos dentales y la cavidad oral
pueden influir en la CVRSO (7), también se ha visto que con la gravedad de
la OI afecta negativamente la CVRSO en adolescentes de 11 a 14 anos (54),
y al revisar la literatura no hemos encontrado ningun estudio que hable de la
CVRSO en adultos con OI. El instrumento OHIP sirve como guia en el
conocimiento de la percepcidn del paciente acerca de la afectacion en su vida

diaria, pudiendo de esta manera prever la adherencia del mismo (42).

3.2 La hipoétesis nula Ho seria:

e El estado de salud oral en adultos con OI no influye en la calidad de vida
relacionada con salud oral.

e La gravedad de la OI afecta la CVRSO de manera igual en los diferentes
tipos de OI.

e El impacto que tienen diversos factores socio-demograficos afecta la

CVRSO de manera independiente.



4 Objetivos



4.1 Objetivos generals

1. explorar la influencia de la gravedad de la OI en la calidad de vida
relacionada con la salud oral en adultos con OI.

2. Explorar cuales son los dominios que se ven afectados por la gravedad

o el tipo de OI.

4.2 Objetivos especificos

1. Ver la influencia del sexo sobre la CVRSO en adultos con OI
2. Ver la influencia del nivel de estudios sobre la CVRSO en adultos con OI
3. La percepcion positiva o negativa de los adultos con OI segun la

gravedad, el sexo y el nivel de estudios.



5 Material y Método



Material y método

Después de recibir la autorizacién para la realizacidon del estudio del

Comité de Etica de Investigacién Clinica del Hospital Clinico San Carlos. La

estricta ética de la investigacidén se ha basado en el cumplimiento ético de los

principios de la Declaracién de Helsinki.

5.1 Diseno del estudio

Estudio descriptivo, observacional y transversal. (Cuestionario).

Participantes del estudio, reclutamiento y entorno.

Los participantes del estudio fueron reclutados de la poblacidon
procedente de la fundacion AHUCE, con un diagnéstico clinico y/o
molecular y sin enfermedades sistémicas conocidas que puedan
afectar a la hora de responder las preguntas del cuestionario. Se
utilizé la clasificacion de Sillence, Forlino y Col 2011 segun el fenotipo:
leve, moderado, severo, muy severo o letal. La fundacién AHUCE se
encargaron de la aplicacion de la LOPD para rellenar el formulario a
través de la pagina web de dicha fundacién durante el mes de
noviembre del 2019. este estudio fue aprobado por el comité ético.

Todos los encuestados fueron informados del  objetivo del estudio



5.2 Criterios de inclusion y exclusion

Criterios de inclusion

e Pacientes con OI
e Edad comprendida mas de 18 anos.

e Residentes en territorio espanol

Criterios de Exclusion

e Presencia de enfermedades sistémicas que puedan influir en el

empeoramiento del estado oral.

El instrumento utilizado para la evaluacién de la percepcion sobre salud
oral en pacientes y su impacto en la calidad de vida diaria fue el Perfil
de Impacto de Salud Oral resumido conocido por sus siglas en inglés
OHIP-14 (Oral Health index Profile-14). El cuestionario fue convertido
en un formulario que fue lanzado online en la pagina web de la fundacion
AHUCE durante el mes de noviembre del 2019.

5.3 Recopilacion de datos

El cuestionario cuenta con siete dominios que son: limitacién funcional,
dolor fisico, malestar psicoldgico, discapacidad fisica, discapacidad
psicoldgica, discapacidad social, y minusvalia. Ademas, se ha demostrado que
es confiable, sensible a los cambios y exhibe una adecuada consistencia
interna transcultural (57) (35) (36). Ya ha sido validado en mas de 20 idiomas
(Sanders et al., 2009b), tales como: chino, francés, aleman, japonés, malayo,

portugués, inglés, arabe , sueco, etc. (36).



El OHIP-14SP, que corresponde a la versién en espanol, ha
demostrado ser un instrumento preciso, valido y confiable para evaluar la
salud bucodental de la calidad de vida entre los adultos de la poblacién
espafola, chilena (36) y mexicana (58), validados recientemente. Por tanto,
es ampliamente utilizado en diversidad de estudios, tanto transversales como
longitudinales (59) y aceptado internacionalmente (38). Se presenta a
continuacién la versién en espafol del cuestionario. La misma tienen
categorias: nunca (0), casi nunca (1), ocasionalmente (2), frecuentemente
(3) y muy frecuentemente (4). Para obtener el puntaje se suman los valores,
pudiendo por tanto tener un minimo de 0 puntos y maximo de 56 puntos por
cada paciente. Entonces, puntajes bajos indican mejor calidad de vida auto
percibida y puntajes altos indican peor autopercepcion de la calidad de vida

(42). También, se puede expresar como autopercepcién negativa y positiva.

Preguntas por dimensiones del OHIP-14SP.

Limitacion funcional

1. ¢Ha tenido dificultad para pronunciar palabras?
2. ¢El sabor de sus alimentos ha empeorado?
Dolor fisico

3. ¢Ha sentido dolor en su boca?

4. ¢Ha presentado molestia al comer?
Malestar psicolégico

5. éLe preocupan los problemas con su boca?
6. ¢Se ha sentido estresado?

Incapacidad fisica

7. ¢Ha tenido que cambiar sus alimentos?

8. ¢Ha tenido que interrumpir sus alimentos?



Incapacidad psicologica

9. ¢{Ha encontrado dificultad para descansar?

10. ¢Se ha sentido avergonzado por problemas con su boca?
Incapacidad social

11. ¢Ha estado irritable debido a problemas con su boca?

12. ¢Ha tenido dificultad para realizar sus actividades diarias?
Minusvalia

13. ¢{Ha sentido que la vida en general ha sido menos agradable?

14. ¢{Ha sido totalmente incapaz de realizar sus actividades diarias?

5.4 Analisis de los datos

El andlisis estadistico de los datos se realizé con el programa SPSS 25.0 para
Windows. Los métodos estadisticos utilizados fueron los siguientes (IBM SPSS,
2017):

- Estadistica descriptiva de las variables cuantitativas (procedimiento
DESCRIPTIVE y EXPLORE) para la descripcion de las muestras:
media, desviacion estandar, maximo, minimo, mediana, desviacion
estandar de la media, etc. (Ferran, 1996).

- Estadistica descriptiva de las variables cualitativas (procedimiento
FREQUENCIES), con la obtencion de frecuencias y porcentajes de las
categorias. (Ferran, 1996).

-  Test no paramétrico de Kruskal-Wallis (procedimiento NPTESTS)
para la comparacion de una variables cuantitativa entre mas de dos
grupos. Se muestra el test de Bonferroni para las comparaciones

multiples de cada grupo (Ferran, 1996).



Tablas de contingencia para la relacion entre variables cualitativas
(procedimiento CROSSTABS). Test Exacto de Fisher o Prueba de Chi-
cuadrado para contrastar la independencia entre dos variables
cualitativas, con informacidon en cada casilla de la tabla de
contingencia del porcentaje en fila y los residuos corregidos no
tipificados para ayudar a descubrir las tramas en los datos que
contribuyen a una influencia significativa. Informacion del Odds-
ratio, OR, para medir la magnitud de riesgo respecto a tener una
caracteristica entre dos grupos. Si el OR es mayor de 1, el riesgo es
mayor en el grupo expuesto (direccion positiva). Si el OR es menor
que 1, el riesgo es menor en el grupo expuesto (direccidon negativa).
Si el OR es igual a 1, el riesgo es el mismo en ambos grupos (indica

qgue no hay diferencia). (Everitt, 1992 y Ferran, 1996).



6 Resultados



Resultados

Caracteristicas de la muestra de estudio

Un total de 52 participantes (n=35 mujeres, 67%) (tabla 1), de los 52
participantes 22 con un nivel de estudio medio 42.3%, 17 con un nivel
universitario 32.7%,(tabla 2). Mas de la mitad de los participantes son
casados (n=30, 57.7%), solo uno viudo y otro divorciado (tabla 3).
Afortunadamente la mayoria tienen hecho su estudio genético (n=41, 78.8%),
solo diez no lo tienen y uno no respondié la pregunta (tabla 4). El 59,6%,
n=31 de los participantes son del COL1A1 y el (23.1%, n=12) de los
participantes desconocen su mutacion genética (tabla 5). La mitad de los
participantes con sintomas clinicos moderado (n=26,50%) y solo un caso con

sintomas clinicos de muy grave (tabla 6).

Cumulative
Frequency Percent Valid Percent Percent
Valid Mujer 35 67,3 67,3 67,3
Varon 17 32,7 32,7 100,0

Total 52 100,0 100,0

Tabla 1: Sexo



Cumulative

Frequency Percent Valid Percent Percent
Valid  Medio 22 42,3 42,3 42,3
Ninguno 1 1,9 1,9 44,2
Primario 12 23,1 23,1 67,3
Universitario 17 32,7 32,7 100,0
Total 52 100,0 100,0
Tabla 2: ;Qué estudios tiene?
Cumulative
Frequency Percent Valid Percent Percent
Valid casado/a 30 57,7 57,7 57,7
divorciado/a 1 1,9 1,9 59,6
en pareja 4 7,7 7,7 67,3
soltero/a 16 30,8 30,8 98,1
viudo/a 1 1,9 1,9 100,0
Total 52 100,0 100,0

Tabla 3: ¢Cuédl es su estado civil?



Cumulative

Frequency Percent Valid Percent Percent
Valid No 10 19,2 19,6 19,6
Si 41 78,8 80,4 100,0
Total 51 98,1 100,0
Missing 1 1,9
Total 52 100,0
Tabla 4: ¢ Tiene el estudio genético?
Cumulative
Frequency Percent Valid Percent Percent
Valid COL1A1 31 59,6 60,8 60,8
COL1A2 6 11,5 11,8 72,5
DESCONOZCO MI 12 23,1 23,5 96,1
MUTACION GENETICA
IFITM5 (TIPO V) 1 1,9 2,0 98,0
LEPREL (TIPO VIII) 1 1,9 2,0 100,0
Total 51 98,1 100,0
Missing 1 1,9
Total 52 100,0

Tabla 5: ¢Conoce su mutacion genética?



Cumulative

Frequency Percent Valid Percent Percent
Valid  Grave 12 23,1 23,1 23,1
Leve 13 25,0 25,0 48,1
Moderado 26 50,0 50,0 98,1
Muy grave 1 1,9 1,9 100,0
Total 52 100,0 100,0

Tabla 6: ¢ Tus sintomas clinicos son?

Al tener solo un paciente con tipo muy grave se juntd con el grupo
tipo grave para el analisis estadistico y quedarian los tres grupos (leve,

moderado, grave o muy grave), tabla 8.

El Perfil de Impacto de la Salud Oral (OHIP-14), de los 52 participantes
segun el tipo de OI es de 18 puntos, con minima puntuaciéon de 0 y maxima
de 46 puntos. Adultos con OI tipo leve (n=13, con una mediana de 16), tipo
moderado (n=26, con una mediana de 17.5) y tipo grave (h=13, con una
mediana de 27), hubo diferencias estadisticamente significativas al 95%
(Kruskal-Wallis p=0,014) entre el tipo leve y grave. Se observa una
tendencia entre el grupo moderado y el grave, pero hay que aumentar la

muestra para confirmarlo.



Para OHIP segun el tipo de OI las preguntas de uno a ocho no hubo
diferencia significativa al 95% es decir no hay diferencia significativa entre los
diferentes tipos de OI en los dominios (Limitacion funcional, Dolor fisico,
Malestar psicolégico e Incapacidad fisica). En cambio en el resto de
dominios para OHIP-14 segun el tipo de OI, si hubo diferencias
estadisticamente significativas al 95% (Kruskal-Wallis) con un mayor impacto
negativo en el tipo grave en comparacion con tipo leve, en los siguientes
dominios; incapacidad psicolégica (preguntas 9 y 10) solo la pregunta
numero 9 tuvo diferencias significativas (p=0,038), la incapacidad social
(preguntas 11 y 12), también solo la pregunta doce tuvo diferencias
significativas (p=0,025), en cambio en el dominio minusvalia (preguntas 13
y 14) hubo diferencia significativa al 95% en las dos preguntas con (p=0.001
Yy p=0,044) respectivamente.

Standard Percentile Percentile

Valid N Mean Deviation Median 25 75 Minimum =~ Maximum

Edad Tipos 3 Leve 12 41,06 5,92 42,09 37,20 44,34 29,84 51,58
Moderado 21 46,66 14,36 47,46 35,55 56,55 13,90 67,77
Grave o muy 12 52,00 8,02 51,91 45,83 57,87 36,87 65,51
grave
Total 45 46,59 11,61 46,50 38,98 56,30 13,90 67,77

Ohip Tipos 3 Leve 13 13,92 6,44 16,00 11,00 19,00 0,00 21,00
Moderado 26 19,19 8,39 17,50 14,00 22,00 6,00 41,00
Grave o muy 13 25,85 13,09 27,00 18,00 33,00 4,00 46,00

grave

Total 52 19,54 10,14 18,00 14,00 23,00 0,00 46,00



1. ¢ Ha tenido dificultad Tipos 3 Leve 13 0,38 0,65 0,00 0,00 1,00 0,00 2,00
para pronunciar

Moderado 26 0,50 0,81 0,00 0,00 1,00 0,00 2,00
palabras?

Grave o muy 13 0,85 0,80 1,00 0,00 1,00 0,00 2,00

grave

Total 52 0,56 0,78 0,00 0,00 1,00 0,00 2,00
2. ¢El sabor de sus Tipos 3 Leve 13 0,46 0,78 0,00 0,00 1,00 0,00 2,00
alimentos ha

Moderado 26 0,62 0,85 0,00 0,00 1,00 0,00 2,00
empeorado?

Grave 0 muy 13 0,85 0,99 0,00 0,00 2,00 0,00 2,00

grave

Total 52 0,63 0,86 0,00 0,00 1,50 0,00 2,00
3. ¢Ha sentido dolor en Tipos 3 Leve 13 1,15 0,90 1,00 0,00 2,00 0,00 2,00
su boca?

Moderado 26 1,77 1,03 2,00 1,00 2,00 0,00 4,00

Grave 0 muy 13 2,08 1,19 2,00 2,00 3,00 0,00 4,00

grave

Total 52 1,69 1,08 2,00 1,00 2,00 0,00 4,00
4. ¢ Ha presentado Tipos 3 Leve 13 1,15 0,69 1,00 1,00 2,00 0,00 2,00
molestia al comer?

Moderado 26 1,23 0,99 1,00 0,00 2,00 0,00 3,00

Grave o muy 13 1,85 1,14 2,00 1,00 2,00 0,00 4,00

grave

Total 52 1,37 0,99 1,00 1,00 2,00 0,00 4,00
5. ¢Le preocupan los Tipos 3 Leve 13 2,00 1,00 2,00 1,00 3,00 0,00 3,00
problemas con su boca?

Moderado 26 2,50 0,95 2,00 2,00 3,00 0,00 4,00

Grave o muy 13 2,62 1,19 3,00 2,00 3,00 0,00 4,00

grave

Total 52 2,40 1,03 2,00 2,00 3,00 0,00 4,00
6. ¢, Se ha sentido Tipos 3 Leve 13 2,15 1,14 2,00 2,00 3,00 0,00 4,00
estresado?

Moderado 26 2,23 0,71 2,00 2,00 3,00 0,00 4,00




Grave 0 muy 13 2,69 1,25 3,00 2,00 4,00 0,00 4,00

grave

Total 52 2,33 0,98 2,00 2,00 3,00 0,00 4,00
7. ¢Ha tenido que Tipos 3 Leve 13 1,00 0,82 1,00 0,00 2,00 0,00 2,00
cambiar sus alimentos?

Moderado 26 1,31 0,97 1,50 0,00 2,00 0,00 3,00

Grave o muy 13 1,85 1,34 2,00 1,00 3,00 0,00 4,00

grave

Total 52 1,37 1,07 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00
8. ¢ Ha tenido que Tipos 3 Leve 13 0,77 0,60 1,00 0,00 1,00 0,00 2,00
interrumpir sus

Moderado 26 0,73 0,83 0,50 0,00 1,00 0,00 2,00
alimentos?

Grave 0 muy 13 1,54 1,45 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00

grave

Total 52 0,94 1,02 1,00 0,00 1,50 0,00 4,00
9. ¢Ha encontrado Tipos 3 Leve 13 1,38 0,87 1,00 1,00 2,00 0,00 3,00
dificultad para

Moderado 26 1,88 0,99 2,00 1,00 3,00 0,00 4,00
descansar?

Grave o muy 13 2,46 1,33 3,00 2,00 3,00 0,00 4,00

grave

Total 52 1,90 1,11 2,00 1,00 3,00 0,00 4,00
10. ¢ Se ha sentido Tipos 3 Leve 13 1,00 0,91 1,00 0,00 2,00 0,00 2,00
avergonzado por

Moderado 26 1,23 1,07 1,50 0,00 2,00 0,00 4,00
problemas con su boca?

Grave o muy 13 2,08 1,61 2,00 1,00 4,00 0,00 4,00

grave

Total 52 1,38 1,24 1,50 0,00 2,00 0,00 4,00
11. ¢Ha estado irritable Tipos 3 Leve 13 0,62 0,77 0,00 0,00 1,00 0,00 2,00
debido a problemas con

Moderado 26 1,23 1,07 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00
su boca?

Grave o muy 13 1,69 1,38 2,00 1,00 2,00 0,00 4,00

grave

Total 52 1,19 1,14 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00




12. ¢ Ha tenido dificultad ~ Tipos 3 Leve 13 0,77 0,73 1,00 0,00 1,00 0,00 2,00
para realizar sus
Moderado 26 1,27 1,12 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00
actividades diarias?
Grave o muy 13 1,85 0,99 2,00 2,00 2,00 0,00 3,00
grave
Total 52 1,29 1,05 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00
13. ¢Ha sentido que la Tipos 3 Leve 13 0,62 0,65 1,00 0,00 1,00 0,00 2,00
vida en general ha sido
Moderado 26 1,54 1,10 2,00 1,00 2,00 0,00 4,00
menos agradable?
Grave o muy 13 2,08 1,04 2,00 2,00 3,00 0,00 4,00
grave
Total 52 1,44 1,11 1,00 1,00 2,00 0,00 4,00
14. ¢ Ha sido totalmente  Tipos 3 Leve 13 0,46 0,66 0,00 0,00 1,00 0,00 2,00
incapaz de realizar sus
Moderado 26 1,15 1,08 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00
actividades diarias?
Grave o muy 13 1,38 1,12 1,00 1,00 2,00 0,00 4,00
grave
Total 52 1,04 1,05 1,00 0,00 2,00 0,00 4,00
Tabla 8: Custom Tables
Independent-Samples Kruskal-Wallis Test
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14. ;Ha sido totalmente incapaz de
realizar sus actividades diarias?

9. ;Ha encontrado dificultad para
descansar?

Leve Moderado Grave o muy Leve Moderado Grave o muy
arave grave

Sintomas3 Sintomas3

Con respecto al tipo de genero la repuesta de OHIP-14 es de 18 puntos
han participado 35 mujeres y 17 varones con una respuesta de cada uno de
(17 y 21 puntos) respectivamente, pero no existieron diferencias

significativas al 95% (Mann-Whitney p=0.130).

Con respecto al nivel de estudio, la repuesta del OHIP-14 es de 18
puntos, los participantes con niveles de estudio (ninguno, primario, medio y
universitario) la respuesta fue de (4, 19.5,19 y 16) respectivamente, también

no hay diferencias significativas al 95% (Kruskal-Wallis p=0.133).

También se ha evaluado la relacién entre la edad y el tipo de OI, hay
siete participantes que no han contestado bien la pregunta de la edad y

quedarian los 45 participantes con una edad media de 46 afos, el tipo leve



(n=12, con una mediana de 42 afios), tipo moderado (n=21, con una mediana
de 47 anhos) y el tipo grave (n=12, con una mediana de casi 52 afios). Y resulta
que si hubieron diferencia significativa al 95% (Kruskal-Wallis p=0,025)

entre el tipo leve y el tipo grave, siendo los del tipo leve los mas jovenes.

Revisando la literatura para ver cual es el punto exacto que determina
la percepcion positiva o negativa de los encuestados OHIP-C, la letra C se
refiere al corte, desafortunadamente no hemos encontrado nada, por ello,
hemos tenido que elegir un punto de corte donde se determina la maxima
puntuacion de la percepcidn positiva, pasando en nuestros datos, en el tamafio
de la muestra que tenemos y teniendo en cuenta la tendencia positiva de la
gente hemos elegido el punto 24 como punto maximo de la percepcion
positiva. Ademas, ya que la puntuacion minima y maxima es entre el 0-56 y
en nuestro estudio la maxima puntuacion fue de 46 puntos, seria logico elegir

el punto 24 como maxima puntuacion para la percepcion positiva.

Al ver las respuestas de nuestros participantes la mayoria 76.9%
(n=40) tienen percepcion positiva y el resto 23,1% con percepcidén negativa
(tabla 7).

El OHIP-C segun el tipo de la OI, todos los participantes que padecian
Ol tipo leve (n=13) tenian percepcion positiva 100%, los de OI tipo moderado
la mayoria el 80.8% (n=21) con percepcion positiva, en cambio el tipo grave

menos de la mitad n=6 tenian percepcidn positiva 46.2%. Y para medir la



magnitud de riesgo a tener un tipo de OI u otro, se calculé el OR de la
percepcion positiva y se vio que los que padecen OI tipo moderado tienden a
ser casi cinco veces (4.9) mas positivos que el tipo grave con un intervalo de
confianza (1.13 - 21.16) al 95%, (tabla 9).

Cumulative
Frequency Percent Valid Percent Percent
Valid  Positivo -24 40 76,9 76,9 76,9
Negativo 25- 12 23,1 23,1 100,0

Total 52 100,0 100,0

Tabla7: OHIP_C, autopercepcion

Risk Estimate

95% Confidence Interval

Value Lower Upper
Odds Ratio for Sintomas3 (Moderado / Grave 4,900 1,135 21,162
0 muy grave)
For cohort OHIP_C = Positivo -24 1,750 0,945 3,241
For cohort OHIP_C = Negativo 25- 0,357 0,140 0,910
N of Valid Cases 39

Tabla 9: Odds Ratio for Sintomas3 (Moderado / Grave o muy grave).



El OHIP-C segun el género, la mayoria 76.9% con percepcién positiva
n=40 y el 23% con percepcion negativa n=12, se vio la percepcion positiva
en 27 mujeres y la negativa en 8 mujeres, los hombres la percepcion positiva
se vio en 13 hombres y la negativa en 4 hombres, sin que haya diferencias

significativas al 95% en Sexo (Chi-cuadrado Pearson p=0.957) (tabla 10).

Con respecto a Nivel de Estudios, el OHIP_C, la mayoria 76.9% con
percepcion positiva y el 23% con percepcidén negativa, tampoco hay
diferencias significativas al 95% en Niveles de Estudios (Chi-cuadrado Pearson

p=0.484) (tabla 11).

OHIP_C
Positivo -24 Negativo 25- Total
Sexo:  Mujer  Count 27 8 35
% within Sexo: 77,1% 22,9% 100,0%
Adjusted Residual 0,1 -0,1
Varon  Count 13 4 17
% within Sexo: 76,5% 23,5% 100,0%
Adjusted Residual -0,1 0,1
Total Count 40 12 52
% within Sexo: 76,9% 23,1% 100,0%

Tabla 10: OHIP-C segun el género



OHIP_C

Positivo -  Negativo
24 25- Total
¢,Qué estudios Medio Count 16 6 22
tiene? . .
% within ¢ Qué 72, 7% 27,3% 100,0%
estudios tiene?
Adjusted Residual -0,6 0,6
Ninguno Count 1 0 1
% within ¢ Qué 100,0% 0,0% 100,0%
estudios tiene?
Adjusted Residual 0,6 -0,6
Primario Count 8 4 12
% within ¢ Qué 66,7% 33,3% 100,0%
estudios tiene?
Adjusted Residual -1,0 1,0
Universitari Count 15 2 17
0]
% within ¢ Qué 88,2% 11,8% 100,0%
estudios tiene?
Adjusted Residual 1,3 -1,3
Total Count 40 12 52
% within ¢ Qué 76,9% 23,1% 100,0%

estudios tiene?

Tabla 11: OHIP-C segun el nivel de estudios.



7 Discusion



Discusion

El OHIP se considera como una ayuda importante en la comprension de
las necesidades de salud bucal, la reduccion de las patologias orales y en el
desarrollo de estrategias para el control, asi como también para la promocion
de la salud oral (42,60).

La CVRSO en pacientes con IO no ha sido ampliamente estudiada en la
literatura usando cualquiera de los cuestionarios cualitativos. Y no hemos
podido comparar nuestros resultados directamente con otros estudios, al no
encontrar en la literatura otro estudio que habla de la CVRSO en adultos con
OlI.

Nuestros hallazgos sobre CVRSO siguen el mismo patréon de un estudio
que evalla la CVRSO entre nifios de 8 a 14 afios con I0, reclutados de 10
centros (Consorcio de enfermedades de huesos fragiles) en América del Norte
usando el cuestionario de CPQ 8-10 y CPC11-14 (54). El perfil de impacto total
de salud oral no se vio afectado entre los diferentes tipos de OI en nifos de
8-10, pero si entre los nifios de 11-14 afos, que fueron significativamente
mas altos (es decir, peores) para los tipos de IO III y IV que para OI tipo I.
Algo parecido que hemos visto en nuestros resultados también, los adultos
con OI tipo grave tienen un perfil de impacto mas negativo de CVRSO en

comparacion con OI tipo leve y una tendencia del tipo moderado.



En cuanto a los dominios, la limitacion funcional tuvo un mayor
impacto negativo en la CVRSO en adolescentes que padecian IO tipo III o IV
en comparacion con los de IO tipo I. A pesar de la afectacién funcional en
adolescentes tipo moderado y grave, no ha influido en su percepcion de la
calidad de vida oral mental y psicoldgica (54). En cambio en nuestro estudio
no se vio afectada la limitacidon funcional, si no que la incapacidad psicoldgica,
incapacidad social y minusvalia se vieron afectadas negativamente sobre la
CVRSO en adultos con OI tipo grave en comparacion con el tipo leve, mientras
comparten niveles similares en la CVRSO en el resto de los cuatro dominios

(limitacién funcional, dolor fisico, malestar psicoldgico e incapacidad fisica).

La forma de administracion de las preguntas, segun sea cuestionario
0 entrevista, no se ha encontrado influencia de la misma en las puntuaciones
del OHIP; pero la entrevista presentdé una mayor tasa de respuesta

significativamente (59).

La autopercepcion de la CVRSO puede verse afectada por diversos
factores, tanto sociodemograficos como clinicos. En un estudio sobre
pacientes adultos estadounidenses, se demostrdé que las mujeres tenian mas
autopercepcion negativa (37). Otros estudios realizados en adultos brasilefos
se asocié con un impacto negativo de salud oral el sexo femenino (61,62), en

cambio en nuestro estudio no hemos visto la influencia de sexo sobre la



calidad de vida relacionada con salud oral. Por otra parte, otros estudios
demostraron que las variables sociodemogréaficas y condiciones orales
explican la pequefa variacién de la calidad de vida, siendo las mas afectadas
las dimensiones fisicas y psicoldgicas, disminuyendo la calidad de vida
conforme aumenta la edad (63)(61)(64), lo que seria de acuerdo con nuestros

resultados.

Los participantes con una formacién universitaria reportaron un
impacto significativamente mayor de CVRSO en comparacion con los
participantes con una educacion secundaria (65), algo que no se ha visto en

nuestros resultados.

Viendo patologias que afectan la cavidad bucal, se ha demostrado que
la CVRSO se ha reducido significativamente a medida que aumentaba la

gravedad de la Osteonecrosis Mandibular (OM) asociada a bifosfonatos (66).

En general, nuestros resultados muestran una CVRSO parecida a los
observados en poblaciones de la misma edad con enfermedades sistémicas.
En el estudio realizado sobre pacientes con lupus eritematoso sistémico (LES),
tuvieron un impacto negativo de la CVRSO mas que el grupo control y la

diferencia significativa fue en la discapacidad fisica. Ademas , la CVRSO se vio



afectada por la gravedad de la enfermedad, pacientes con dafno moderado
tuvieron peor calidad de vida que pacientes con (LES) sin dafo (55). Otro
estudio realizado sobre 82 pacientes con mieloma multiple, los puntajes mas
altos (peor calidad de vida) se observd a medida que aumentaban las
puntuaciones de mucositis, pero los resultados fueron insignificante (67). Lo
se ha visto con el estudio realizado sobre pacientes con sindrome de Sjogren
mencionado anteriormente, los pacientes con SS y noSS tuvierion un perfil de
impacto muy alto (peor calidad de vida) en comparacion con el grupo control,
también se ha demostrado que el grupo noSS al ser mas grave tuvo peor
calidad de vida que el grupo SS menos grave, especialmente en los dominios

limitacidn funcional y discapacidad psicoldgica (56).

A pacientes diagnosticados con deformidad esquelética, se les realizo
osteotomia maxilar anterior junto con tratamiento ortoddncico, fueron
evaluados al inicio del tratamiento prequirirgico, ocho semanas después de
la operacion, y 24 semanas después de la operacion; el resultado mostré una

mejoria leve en la CVRSO justo después de la cirugia. (68).

Al evaluar la funcidn masticatoria desde la autopercepcidon del
individuo, con veinte alimentos de consumo comun en Japodn, se vio que
cuando mejora la capacidad masticatoria, el deterioro de la calidad de vida

disminuye (69). En otro estudio, el aumento de la capacidad de masticar se



correlaciond con las puntuaciones mas bajas de OHIP es decir autopercepcién
positiva y estuvo influenciado por el nivel de estudios, sexo, estado de los

dientes y demanda de tratamiento (70).

Pacientes con maloclusiones, que acudieron a la consulta de
ortodoncia con y sin tratamiento, en el grupo de tratamiento fue afectado
significativamente el dominio limitacidn fisica (71). En otro estudio, el dominio
malestar fue el que registré mayor impacto, asi como también estuvo afectado
en el grupo 15-18 afos de edad que mostrd el mayor impacto en su CVRSO

debido a la maloclusién (65).



8 Conclusion



Conclusion

- La gravedad de la OI afecta la CVRSO en adultos con OI. La CVRSO se
ve afecta negativamente en los adultos con OI tipo grave en
comparacion con los adultos tipo leve p=0,014, y se observa una
tendencia del tipo moderado, pero necesitamos aumentar la muestra

para poder confirmarlo.

- La CVRSO de los adultos con OI segun el tipo o la gravedad se ve
afectada negativamente en los dominios de; incapacidad psicoldgica,

incapacidad social y minusvalia.

- La CVRSO en los adultos con OI no se ve afectada por el sexo, ni el

nivel de estudios.

- La percepcion positiva de los adultos con OI se ve afectada por la
gravedad de la enfermedad, la percepcidén positiva es del 100% en el
tipo leve, y al comparar el tipo moderado con el tipo grave el primero
es casi cinco veces mas positivo que el segundo. Y no hubo influencia

de sexo o el nivel de estudios sobre la percepcién positiva.

- La edad tuvo influencia en la gravedad de la enfermedad, siendo los mas

jovenes del tipo leve.
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