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Resumen

Objetivo: determinar la prevalencia de maforma-
ciones asociadas en una poblacién infantil afectada por
fisuras del labio y/o paladar.

Material y métodos: estudio observacional, predo-
minantemente descriptivo, sobre 128 nifios con fisuras de
labio y/o paladar, nacidos en el Hospital Materno Pro-
vincial “Fé del Valle’ de Manzanillo, Cuba, entre 1990
y 2011. Los datos fueron registrados sistematicay pros-
pectivamente. Las variables utilizadas fueron: sexo, co-
lor de la piel, tipo de fisura y malformaciones asociadas.
La informacidn se resumid en base a las frecuencias, a
partir de las cuales se establecieron datos de asociacion
intervariables y se calcularon tasas especificas de preva-
lencia. El riesgo de malformaciones asociadas se estimé
para cada tipo de fisura a partir de la medicién de la razén
de posibilidades (RP) y sus intervalos de confianza del
95% (1C 95%).

Resultados: la prevalencia de malformaciones aso-
ciadas en estos pacientes fue del 20,3% con predominio
en el sistema osteomioarticular. Las fisuras labiopalatinas
presentaron € mayor riesgo de malformacion asociada
(RP=2,08; IC 95%:0,83 - 5,2).

Conclusiones: la prevalencia de malformaciones
asociadas en esta poblacion es concordante con las va
riaciones reportadas para este indicador. Aparentemente,
hay un riesgo mayor de comorbilidad malformativa para
las fisuras labio-alveolo-palatinas.
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Abstract

Objective: to determinate the prevalence of asso-
ciated malformations in children with cleft lip and cleft
palate.

Methods: observational and descriptive study per-
formed on 128 children with cleft lip and/or palate born
at the “Fé del Valle” Maternal Hospital, in Manzanillo,
Cuba, between 1990 and 2011. Data were systematica-
Ily and prospectively collected. The following variables
were used: sex, color of skin, type of cleft and associated
malformations. |nformation was resumed by frequencies
to establish association data and estimate prevalence ra-
tes. Risk of associated malformations was estimated for
each type of cleft by means of Odds ratio and its 95%
confidence intervals.

Results. prevalence of associated malformations in
these patients was 20,3 % with predominance of osteo-
mioarticular anomalies. Cleft lip associated to cleft pa
late showed the greater risk of associated malformations
(OR=2,08; 95%CIl: 0,83-5,2).

Conclusions: the prevalence of associated malforma-
tions in this population agrees with previous reports. It
seems to be more malformations associated with com-
bined clefts.
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I ntroduccioén

De todas las malformaciones congénitas de la re-
gién buco maxilofacial, las fisuras de labio alveolo
y del paladar (FLAP) estan consideradas como una
de las entidades dismorfol 6gicas més frecuentes y
graves, con cifras que alcanzan hasta 3 por 1000 na-
cimientos vivos como promedio en las estadisticas
mundiales.*®

Muchos pacientes con FLAP presentan malforma-
ciones asociadas. La concurrencia de tales anoma-
lias es un hallazgo que complicalas expectativas de
tratamiento y por tanto constituye un aspecto crucial
del examen y diagndstico perinatal de los mismos.

El objetivo del presentetrabajo esdeterminar lapre-
valencia de malformaciones asociadas en un grupo
de nifios portadores de FLAP nacidos en €l Hospital
Materno Provincia “Fé del Vale’ de Manzanillo,
entre 1990 y 2011.

Material y métodos

Se trata de un estudio descriptivo con fase analitica
realizado sobre nifios afectados por FLAP no sin-
drémicos, nacidos en el Hospital Materno Provin-
cial “Fé del Vale' de Manzanillo, provincia Gran-
ma, Cuba, en el periodo comprendido desde enero
de 1990 hasta diciembre de 2011 (n=128). Estos
pacientes son atendidos en el primer mes devidaen
la consulta de genética médica, que se realiza para
todos los recién nacidos y sigue las orientaciones
del programa nacional de diagnostico y prevencion
de malformaciones congénitas y enfermedades he-
reditarias, establecido por € Ministerio de Salud
Publica desde €l afio 1982. En dicha consulta, prac-
ticada por un especiaista en esarama, se redliza €l

examen y diagnéstico sobre posibles malformacio-
nes asociadas. Esta, junto al registro del servicio de
neonatologia, constituy6 la fuente de informacién
utilizadas.

Las variables utilizadas fueron: sexo, color de la
piel, tipo de fisura y malformaciones asociadas. Las
fisuras se clasificaron en tres categorias: labial (FL),
palatina (FP) y labio-alveolo-palatina (FLAP). Las
malformaciones asociadas, y en correspondencia
con lo encontrado en esta poblacion, se agruparon
en las siguientes: malformaciones del sistema os-
teomioarticular (SOMA), cardiovasculares, uroge-
nitales y otras malformaciones; a su vez, en cada
categoria se definieron las sub categorias pertinen-
tes de acuerdo al padecimiento en cuestion.

Lainformacion se resumi6 de acuerdo con las fre-
cuencias de cada variable, a partir de las cuales se
establecieron datos de asociacion. La prevalencia
de malformaciones se establecié en base a los por-
centajes. Se estimd ademas el riesgo de presentar
malformacion asociada, paralo cual se asumio el
tipo de fisura como variable explicativa. Para tal
andlisis se calcularon las razones de posibilida-
des (RP) y sus intervalos de confianza del 95%
(IC95%). El criterio de significacion estadistica
fue la condicion de limite inferior mayor que uno,
para dichos interval os.

Resultados

En el cuadro # 1, se presentan algunas de las carac-
teristicas demogréficas de la poblacién estudiada.
El predominio por sexo correspondid a masculino
(74,2%), mientras que €l color mestizo fue mayori-
tario (64%).

Cuadro # 1. Distribucién porcentual de 128 pacientes fisurados segun sexo y color de la piel.
Manzanillo, Cuba, 1990-2011.

Blanca Mestiza TOTAL

No. (%) No. (%) No. (%)
Masculino 21(16,4) 15 (11,7) 59 (46,0) 95 (74,2)
Femenino 10 (7,8) 0 (0.0) 23 (17,9) 33 (25,8)
TOTAL 31(24,2) 15 (11,7) 82 (64,0) 128 (100,0)
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La prevalencia de malformaciones asociadas en es-
tos pacientes, estan expresada en el cuadro # 2, fue
de 20,3%. De acuerdo con los sistemas afectados,
prevalecieron las malformaciones del sistema os-
teomioarticular (5,4%), sistemas cardiovascular y
urogenital (3,9%, cada uno). En la categoria otras
malformaciones se encontraron una prevalencia de

7,03%. Al relacionarlas con las distintas formas de
fisuras (cuadro # 3), el predominio recayé en las
fisuras labio-alveolo-palatinas (69,2%), que ade-
més agruparon a todas las cardiovasculares y del
SOMA. Las fisuras labiales aisladas y palatinas ais-
ladas estaban asociadas con € 19,2%y el 11,5% de
las malformaciones, respectivamente.

Cuadro # 2. Prevalencia de malformaciones asociadas en 128 pacientes con fisuras de labio y
paladar. Manzanillo, Cuba, 1990-2011.

TIPO DE MALFORMACION

SOMA
Polidactilia
Sindactilia

Pie varo

Hernia umbilical

Prevalencia
n/N %

7/28 5,4

Numero ‘

PFEPN®W

CARDIOVASCULARES

Defecto del tabique interventricular
Persistencia del ductos arterioso
Cardiomegalia congénita

5/128 3,9

= NN

UROGENITALES
Hipospadia
Ectopia renal

5/128 3,9

[ENIN

OTRAS MALFORMACIONES
Seno o apéndice preauricular
Fositas labiales

Quiste dermoide

Coloboma parpebral
Macrostomia

9/128 7,03

PENNW

TOTAL

26/128 20,3

n = Numero de malformaciones
N= Total de pacientes

Cuadro # 3. Fisuras de labio y paladar. Malformaciones asociadas segun tipo de fisura. Manzanillo,
Cuba, 1990-2011.

TIPO DE FISURA

MALFORMACIONES ASOCIADAS

Tipo malformacion (No.)

Fositas labiales (2)
Labial
Quiste dermoide (1)

Seno a apéndice preauricular (2)

5 (19,2%)

Quiste dermoide (1)

Palatina Ectopia renal (1)

Seno o apéndice prearicular (1)

3 (11,5%)

Polidactilia (3)
Hipospadia (4)
Sindactilia (2)
Macrostomia (1)

Pie varo (1)

Hernia umbilical (1)
Coloboma palpebral (1)

Labioalveolopalatina

Persistencia del ductus arterioso (2)
Defecto del tabique interventricular (2)
Cardiomegalia congénita (1)

18 (69,2%)

TOTAL

26 (100,0)
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Cuadro #o 4. Estimacion del riesgo (razén de posibilidades) de malformaciones asociadas segun
tipo de fisura. Manzanillo, Cuba, 1990-2011.

TIPO DE FISURA No. malformaciones * (RP) A (IC 95%)B
Labial (n=41) 5 0,437 0,152 — 1,255
Palatina (n=16) 8 0,893 0,235 - 3,398
Labiopalatina (n=71) 18 2,08 0,83 -5,2

A Razén de posibilidades.
B Intervalo de confianza del 95%

El riesgo de presentar malformaciones asociadas se-
gtin el tipo de fisura se muestra en el cuadro # 4. Al
estimar la razén de posibilidades, solamente las fisu-
ras labio-alveolo-palatinas representaron un riesgo
importante (RP=2,08), resultado que sin embargo,
en este andlisis, no alcanzd nivel de significacion
estadistica (IC 95%: 0,83 —5,2).

Discusion

L os pacientes con FLAP tienen un riesgo mayor de
sufrir otras malformaciones congénitas que la po-
blacién normal, segin lo confirman numerosos es-
tudios.®® Entre las més frecuentes se sefialan las del
sistema nervioso central, esqueléticas, urogenitales
y cardiovasculares.

También se ha comprobado que estos enfermos
tienen mayor riesgo de sufrir retardo en e desa
rrollo mental y corporal. Un estudio realizado por
Nopoulus® mediante examenes con RMN revel6 la
existencia de anormalidades morfoldgicas en el ce-
rebro de algunos pacientes que presentaban fisuras
bucales. Aunque con menor frecuencia, se reportan
también trastornos hematol 6gicos mayores asocia-
dos alamalformacion.’®

Los informes son muy variables en cuanto a lafre-
cuencia de tales anomalias concurrentes. Hagberg™
en una serie de 251 nifos fisurados encontré una
prevalencia de malformaciones asociadas en €l 16,7
por ciento. Sacsaquispe®? en Per(, informa un 40,9
por ciento para dicho evento. Resultan variables
también los reportes de Liou®, en Taiwan, con €
36,9 por ciento entre 84 casos, Eshete?, de Etiopia,
con 15,6 por ciento en 64 casos,; Yazdee', 13 por

ciento en 177 casos; Ritter y cols.*®, 25,5 por cien-
to en 720 casos; Billie y cols.*®, 17,6 por ciento en
1920 casos.

Por otra parte, Stoll y colaboradores® investigaron
460 casos de nifios con fisuras bucales en los cuales
el 36,7 %, presentaba alguna malformacion asocia
day Lian’, en una serie de 1.148 pacientes menores
de 15 afios con fisuras del labio y del paladar, sefiala
gue mas del 5 por ciento presentaba algun tipo de
malformacién cardiovascular.

Las cifras demuestran €l indice elevado de malfor-
maciones congénitas en estos pacientes, aln sin
contar las anomalias dentarias, hallazgo casi cons-
tante que, paraagunos, afectahastael 70 por ciento
delos casos.'’

En € presente estudio se obtuvo una prevalencia
global de malformaciones asociadas del 20,3%,
gue resulta moderada si se tienen en cuenta los in-
formes mencionados. Las prevalencias especificas
para estas anomalias asociadas resultan concordan-
tes con los resultados de otros estudios. Aqui no
se consideraron las anomalias dentarias asociadas
(oligodoncia, dientes supernumerarios, dismorfias
dentarias, etc.), que si bien son muy comunes en
estos pacientes, estén tan intimamente ligadas alas
fisuras que pueden considerarse parte de la misma
malformacién. En € estudio de los chilenos, Costa
y Ribeiro®, sobre 329 casos encontraron que las al-
teraciones de laforma dentaria alcanzaron el 31 por
ciento, la oligodoncia el 28 por ciento y los dientes
supernumerarios el 19 por ciento.

En la poblacion agqui estudiada hubo un predominio
marcado de madres jovenes (edad < 20 afios) en el
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grupo de pacientes con fisuras combinadas (FLAP),
que fue el que a su vez presenté mayor prevalencia
y riesgo de malformaciones asociadas. No obstan-
te la asociacion entre las variables tipo de fisura y
presencia de malformacién asociada, no resulto es-
tadisticamente significativa. Seria muy dificil esta-
blecer unarelacion causal entre esas variables, dada
la madeja de factores de diversa indole que pueden
estar interactuando. Algunas teorias aducen que los
trastornos del desarrollo del embridn, observado en
estas madres, se debe aque |os requeri mientos ener-
géticos del su organismo, ain en desarrollo, resulta
competitivo para el feto.'®
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