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Resumen:  Este trabajo tiene como objetivo describir el
perfil de la producción científica referente a anquiloglosia.
Para ello fue realizada una investigación por medio de la
búsqueda de artículos científicos indexados en las bases de datos
electrónicas LILACS y PUBMED. Para la revisión bibliométrica
fueron considerados y tabulados los datos referidos al año de
publicación, tipo de estudio y nivel de evidencia. Los datos
fueron discutidos sobre la óptica cuantitativa y de valores
representativos. Los primeros resultados permitieron analizar
651 estudios publicados. La mayor parte de las investigaciones
sobre anquiloglosia encontradas correspondieron a estudios de
tipo descriptivo y serie de casos (49,31%) seguido de relato
de caso, investigación in vitro, en animales y revisión de
literatura (24,27%), cohorte y casos-controles (11,98%), opinión
de experto (11,68%), ensayo clínico randomizado (1,54%)
y revisión sistemática (1,22%). Pocos estudios abordaron
complicaciones durante o después de la realización de la cirugía
para liberación del frenillo lingual. En conclusión, la producción
científica sobre anquiloglosia ha mostrado un creciente aumento
en los últimos 28 años, siendo publicados estudios con nivel de
evidencia 1, 2 y 3, cuyo mayor enfoque fue realizado en la cirugía
para la liberación del frenillo lingual.

Palabras clave: Frenillo lingual, Anquiloglosia, indicadores de
producción científica.

Abstract: is work aims to describe the profile of scientific
production referring to ankyloglossia. For this an investigation
was carried out by searching for scientific articles indexed
in the electronic databases LILACS and PUBMED. For the
bibliometric review, the data referring to the year of publication,
type of study and level of evidence were examined and tabulated.
e data were discussed on the quantitative and representative
values optics. e first results allowed to analyzic 651 published
studies were analyzed. Most of the research on tongue tie
found correspond to descriptive studies and case series (49.31%),
followed by case reports, in vitro research, in animals and
literature review (24.27%), cohort and cases and controls
(11.98%), specialist opinion (11.68%), randomized clinical trials
(1.54%) and systematic reviews (1.22%). Few studies addressed
complications during or aer lingual frenulum release surgery. In
conclusion Scientific production on ankyloglossia has shown an
increasing increase in the last 28 years, with studies with evidence
levels 1, 2 and 3 being published, whose main focus was the
performance of surgery to release the lingual frenulum.
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1. Introducción

La anquiloglosia es causada por una falla embriológica en el proceso de separación de la lengua del piso de
la boca (Schoenwolf et al., 2014), siendo definida, actualmente, como una anomalía congénita, que ocurre
cuando los tejidos embriológicos remanentes, que debieron haber sufrido apoptosis durante el desarrollo
embrionario, permanecen en la cara inferior de la lengua, restringiendo sus movimientos (Knox, 2010). La
prevalencia de anquiloglosia varía del 4,2 al 37,1% (Segal et al., 2007; Vieira et al., 2010; Martinelli et al., 2013;
González et al., 2014). Las diferentes definiciones, clasificaciones y metodologías utilizadas en los estudios,
pueden justificar esta variación.

Estudios genéticos realizados en humanos han sugerido que la anquiloglosia tiene carácter hereditario,
ocurriendo con mayor frecuencia en el sexo masculino (Martinelli et al., 2013; LeTran et al., 2019), pudiendo
estar relacionada con el cromosoma X y ser el resultado de mutaciones en el gen T-box, con herencia
autosómica dominante y penetrancia incompleta (Klockars, 2007; Klockars & Pitkaranta, 2009; Klockars
et al., 2012; Han et al., 2012; Devasya & Sarganpala, 2017). Su ocurrencia puede ser aislada (Lenormand et
al., 2018) o asociada a síndromes genéticos (Soman & Lingappa, 2015; Shetty et al., 2015; Singh et al., 2017;
Srivastav et al., 2019).

Diversas publicaciones han analizado la anquiloglosia y sus efectos. Al respecto, existe consenso en la
literatura al afirmar que la anquiloglosia restringe los movimientos de la lengua; sin embargo las consecuencias
de esta limitación, así como la indicación quirúrgica para su tratamiento, aún son inciertas.

En esa línea de ideas, un estudio realizado por dos otorrinolaringólogos (Messner & Lalakea, 2000) destaca
el carácter controvertido de la anquiloglosia dentro y entre grupos de especialidades, mostrando la ausencia
de consenso entre otorrinolaringólogos, pediatras, fonoaudiólogos y asesores de lactancia materna, en cuanto
a las implicaciones de la anquiloglosia, así como las indicaciones de su tratamiento.

Webb et al. (2013), otorrinolaringólogos, concluyeron que la liberación del frenillo lingual mejora muchos
aspectos de la lactancia materna, en la mayoría de los recién nacidos con anquiloglosia, además de reducir
las molestias maternas, siendo un procedimiento relativamente simple y seguro, con tasas muy bajas de
complicaciones y también reportaron la ausencia de datos en la literatura sobre una asociación significativa
entre las dificultades del habla y la anquiloglosia en los niños. Otra revisión, realizada por un cirujano pediatra
concluyó que la frenotomía lingual mejora las dificultades para amamantar en bebés con anquiloglosia (Ito,
2014).

Pese a lo anterior, otorrinolaringólogos y pediatras (Chinnadurai et al., 2015) concluyeron que poseen
reducido conocimiento sobre el tratamiento de la anquiloglosia, así como sobre los cambios positivos en la
lactancia materna. Este mismo grupo informó que la evidencia sugiere que la frenotomía podría estar asociada
con mejorías reportadas por la madre en la lactancia, especialmente dolor al amamantar, pero refiere que las
metodologías de estudio son inconsistentes, con fuerza de evidencia baja a insuficiente (Francis et al., 2015).

La opción quirúrgica es considerada con recurrencia, para tratar casos de anquiloglosia. En la población de
neonatos y bebés, el método más utilizado es la frenotomía con instrumento frío (tijeras o bisturí), mientras
que en la población de niños y adultos, diferentes técnicas e instrumentos difieren entre las publicaciones.
La cirugía parece ser la conducta más eficaz para la mejora de los síntomas causados por la anquiloglosia,
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sin embargo el habla no siempre se restringe al patrón esperado post cirugía, lo que justifica el trabajo en
un equipo interdisciplinario con médicos, odontólogos y fonoaudiólogos entrenados para la evaluación,
diagnóstico e intervención en los casos en que sea necesario (Miranda et al., 2016).

Con base a lo anteriormente mencionado, queda en evidencia que la anquiloglosia es un tema
multidisciplinario complejo, con profesionales de diferentes áreas involucradas tanto en la evaluación como
en el tratamiento, siendo importante recopilar sus experiencias, para comprender la anquiloglosia y su
impacto en la vida de las personas.

En 2016, una revisión sistemática publicada por Cochrane concluyó que la frenotomía, a corto plazo,
colaboraría en la reducción del dolor del pezón en las madres que amamantan, pero un efecto positivo
inconsistente en los bebés. El reducido número de ensayos clínicos, junto con las deficiencias metodológicas
de los estudios, limita la certeza de estos hallazgos (O’Shea et al., 2017). No obstante, tal como manifestó el
grupo de Emond et al. (2014), existe gran dificultad para realizar un estudio clínico controlado y aleatorizado,
toda vez que las madres de bebés con anquiloglosia que continuaron teniendo dificultades en la lactancia
materna durante más de cinco días, solicitaron la cirugía. En ese sentido Baxter et al. (2018), también
sostienen que el potencial beneficio obtenido con la liberación del frenillo lingual provoca que sea poco ético
negar este tratamiento a algunos individuos, debido a un estudio con un grupo control.

De acuerdo con el principio de la práctica basada en la evidencia, la toma de decisiones sobre la atención al
paciente debe considerar el uso consciente y explícito de la mejor evidencia científica, asociada a la experiencia
clínica profesional y las preferencias del paciente, con el fin de reducir los riesgos y ofrecer la mejor alternativa
de tratamiento (Kyzas, 2008). En cambio, con respecto a la anquiloglosia, todavía existe una brecha entre la
evidencia científica y la práctica clínica.

Para el proceso de evolución de la ciencia, es necesario comprender el estado del conocimiento sobre un
tema, en un momento dado, para poder ordenar periódicamente el conjunto de información y resultados ya
obtenidos. Según Carvalho et al. (2010), para determinar el perfil de una producción científica es necesario
analizar varios trabajos publicados en un área determinada e identificar sus características. La localización y
mapeo de los estudios publicados permite identificar tendencias y desarrollos en el conocimiento científico
y así posibilitar el desarrollo de nuevas investigaciones. Dado lo anterior, un estudio bibliométrico puede
colaborar en la tarea de sistematizar la investigación sobre anquiloglosia y mostrar hipótesis a investigar en
futuras investigaciones.

Así, ante la dificultad de realizar estudios clínicos controlados y aleatorizados, combinada con la necesidad
de un mayor conocimiento, el objetivo de este estudio fue describir el perfil de la producción científica en
torno a la anquiloglosia, clasificando los estudios publicados según el tipo y nivel de evidencia científica.

2. Método

Se ha propuesto un estudio descriptivo-exploratorio del tipo revisión bibliométrica (Chueke & Amatucci,
2015), por lo que no se requirió aprobación por parte del Comité de Ética en Investigación.

En el período de enero de 2020 se realizó búsqueda de artículos indexados en las bases de datos
electrónicas LILACS y PUBMED. Para componer la estrategia de búsqueda, se identificaron los siguientes
descriptores de ciencias de la salud (DeCs) en portugués, inglés y español respectivamente: “Anquiloglossia /
ankyloglossia / anquiloglosia y freio lingual / lingual frenum / frenillo lingual. También se utilizaron los
siguientes términos libres: “língua presa, tongue-tie, lengua atada, frenotomia lingual / lingual frenotomy /
frenotomía lingual y frenectomia lingual / lingual frenectomy / frenectomía lingual”, que a pesar de no ser
un DeCS, se han utilizado en el título de los artículos y algunas revistas lo han aceptado como palabras
clave, convirtiéndose en un término de búsqueda de artículos. Las referencias de los artículos seleccionados
se verificaron manualmente para identificar otros artículos que cumplieran con los criterios de inclusión
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que no se habían encontrado en las bases de datos consultadas. Fueron incluidos los estudios disponibles
íntegramente, publicados en inglés, portugués y español hasta diciembre de 2019.

La selección fue realizada inicialmente por el investigador principal, mediante la lectura de títulos y
resúmenes. Los artículos fueron analizados por dos examinadores previamente entrenados y calibrados
(kappa = 0,90), con el fin de analizar el tipo de estudio y determinar la evidencia científica. Luego de la lectura
analítica y comprensiva de cada estudio, los artículos seleccionados fueron clasificados considerando año, tipo
de estudio y nivel de evidencia científica.

El sistema de clasificación de evidencia adoptado consideró los estudios de manera jerárquica, en 6 niveles
(Souza et al., 2010):

• Nivel 1: revisiones sistemáticas con o sin metaanálisis
Nivel 2: ensayos clínicos aleatorizados
Nivel 3: estudios analíticos de cohorte y de casos y controles
Nivel 4: estudios descriptivos y series de casos
Nivel 5: informe de caso, in vitro, investigación con animales y revisión de la literatura
Nivel 6: opinión de expertos

Fueron excluidos los estudios que no estaban completamente disponibles para el análisis, escritos en
idiomas distintos a los propuestos en este estudio y cuyo contenido de estudio no se correspondía con el
propósito de este estudio.

El análisis de datos utilizado fue descriptivo, utilizando hoja de cálculo MS-Excel, en su versión de MS-
Office 365, para organizar los datos, y el soware estadístico IBM SPSS (versión 25.0), para obtener los
resultados.

3. Resultados

Con las estrategias adoptadas, se encontraron 1950 estudios en la base de datos PUBMED y 185 en la base
de datos LILACS, tal como se observa en la Tabla I.

TABLA I
Número de artículos ubicados en las bases de datos PUBMED

y LILACS, según descriptores y términos libres adoptados.

Tras eliminar los artículos duplicados, aquellos cuyo contenido no se relacionaba con el objetivo de este
estudio, y los estudios publicados en otros idiomas, además de sumar los artículos recopilados a partir de las
referencias de los artículos analizados, se analizaron en su totalidad un total de 651 estudios, considerando
el intervalo de tiempo entre 1868 y 2019.

El número total de artículos publicados por tipo de estudio y nivel de evidencia se describe en la Tabla II.
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TABLA II
Frecuencia y porcentaje de publicaciones, según análisis de evidencia científica según tipo de estudio.

Los gráficos 1 a 6 agrupan los tipos de estudios y niveles de evidencia publicados por año, siendo posible
observar muchas publicaciones a lo largo de los años con niveles 3, 4, 5 y 6 de evidencia científica (gráficos 3,
4, 5 y 6). No obstante, como se observa en el Gráfico 2, a partir de 2005 comenzaron a aparecer los primeros
ensayos clínicos aleatorizados, seguidos de las publicaciones de las primeras revisiones sistemáticas desde 2013
(Figura 1).

FIGURA 1
Distribución del número de estudios con nivel de evidencia 1 por año.
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FIGURA 2
Distribución del número de estudios con nivel 2 de evidencia por año.

FIGURA 3
Distribución del número de estudios con nivel 3 de evidencia por año.

FIGURA 4
Distribución del número de estudios con distribución

del número de estudios con nivel 4 de evidencia por año.
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FIGURA 5
Distribución del número de estudios con nivel 5 de evidencia por año.

FIGURA 6
Distribución del número de estudios con nivel 6 de evidencia por año.

A partir del análisis de los estudios, se observó el predominio de publicaciones sobre cirugía, lo que permitió
realizar revisión sobre los estudios que describen los procedimientos quirúrgicos (frenotomía y frenectomía
lingual) en cuanto a la presencia o no de complicaciones, como se puede apreciar en la figura 7.

FIGURA 7
Análisis de estudios sobre cirugías realizadas (frenotomía y frenectomía lingual.
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4. Discusión

La publicación de artículos científicos juega un papel importante en la transferencia de conocimiento entre
investigadores y clínicos. Así, la caracterización del perfil de las publicaciones sobre un tema determinado
otorga mayor comprensión del avance de la ciencia, permitiendo observar la situación actual y trazar nuevos
caminos para el desarrollo de la investigación en el área de estudio (Carvalho et al., 2010).

Los resultados de la búsqueda en las bases de datos electrónicas indicaron un número considerable de
artículos publicados (n = 651) a lo largo de los años, lo que refleja el interés de los investigadores por el
tema de la anquiloglosia. De acuerdo con Chueke & Amatucci (2015), para realizar un estudio bibliométrico
consistente, lo ideal sería analizar entre 15 y 20 años de publicación sobre un tema.

En cuanto a la búsqueda de artículos, para todos los descriptores y términos libres utilizados, se encontró
un mayor número de publicaciones en la base de datos PUBMED (Tabla 2). Este dato se puede explicar por
el hecho de que esta base de datos es considerada una de las mejores plataformas para búsqueda en el área
biomédica (Puccini et al., 2015).

Es interesante destacar que la anquiloglosia se ha estudiado desde 1868, es decir, durante al menos 151 años.
La mayoría de las investigaciones son estudios descriptivos y series de casos (49,31%), seguidos de informes
de casos, investigación in vitro, en animales y revisión de la literatura (24,27%), cohortes y casos-controles
(11,98) %), opinión de expertos (11,68%), ensayos clínicos aleatorizados (1,54%) y revisiones sistemáticas
(1,22%). A partir de 2005, las publicaciones comenzaron con ensayos clínicos controlados aleatorios y —a
partir de 2013— aparecieron las primeras revisiones sistemáticas.

Considerando la totalidad de estudios publicados mediante el análisis de las gráficas 1 a 6, podemos
observar que, de 1868 a 1990 (122 años), solo se encontraron 37 artículos publicados (promedio de 0,3
artículos por año). En cambio, de 1991 a 2019 (28 años), el número de estudios publicados ascendió a 614
(promedio de 22 artículos por año), mostrando que la publicación anual aumentó, en promedio, 7333,3%.
Estos datos pueden explicar el aumento de las tasas de diagnóstico de anquiloglosia y la realización de
frenotomía lingual en Estados Unidos (Walsh et al., 2017), Australia (Kapoor et al., 2018) y Canadá (Lisonek
et al., 2017), tomando en consideración lo reportado por Kapoor et al. (2018), quienes consideraron que el
impacto de la anquiloglosia en la lactancia materna fue descuidado durante años.

Mediante el análisis de la figura 7, se logró observar que solo el 0,63% de los estudios de nivel 4 de evidencia
científica (estudios descriptivos y series de casos), el 4,43% de los estudios de nivel 5 (relato de caso, in
vitro, investigación en revisión de animales y literatura) y el 3,90% de los estudios de nivel 6 (opinión de
expertos) informaron alguna complicación relacionada con la cirugía. Mientras que los estudios de nivel 1, 2
y 3, considerados niveles con mayor solidez de evidencia científica no reportaron complicaciones durante y
después del procedimiento quirúrgico de liberación del frenillo lingual. Estos datos corroboran lo indicado
por estudios que muestran que la cirugía es un procedimiento sencillo, rápido y seguro (Dollberg et al., 2006;
Buryk, et al., 2011; Berry et al., 2012; Emond et al., 2014)

Una revisión sistemática mostró que la frenotomía redujo el dolor en la papila mamaria de las madres
lactantes (O’Shea et al., 2017). McClellan et al. (2015) demostraron que los bebés cuyas madres sintieron
dolor al amamantar fueron introducidos al biberón antes que aquellos cuyas madres no informaron dolor.
Según Kent et al. (2015), el dolor persistente en la papila mamaria es una de las razones más comunes
citadas por las madres para interrumpir la lactancia materna exclusiva. Estos datos permiten inferir que, si la
frenotomía reduce el dolor al amamantar, puede evitar la introducción de biberón y el destete precoz.

La misma revisión sistemática concluyó que el reducido número de ensayos clínicos, junto con las
deficiencias metodológicas, limita la certeza de estos hallazgos (O’Shea et al., 2017). Una revisión sistemática
evaluó los hallazgos de 1016 revisiones sistemáticas Cochrane, publicadas hasta 2003, de ensayos clínicos
aleatorios con respecto a las recomendaciones para la práctica clínica y la investigación científica. Los autores
concluyeron que la mayoría de las revisiones sistemáticas Cochrane no ofrecen evidencia suficiente para la
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toma de decisiones en la práctica clínica, y los autores de estas revisiones sugieren la realización de mayor
número de ensayos clínicos aleatorizados sobre el tema estudiado (El Dib et al., 2007). En 2011, fueron
analizadas una vez más las conclusiones de las revisiones sistemáticas y, nuevamente, demostraron que
la mayoría de estas revisiones no apoyan ni refutan el uso de determinadas intervenciones, y los autores
continúan en la sugerencia de realizar estudios para dar respuesta a las preguntas clínicas abordadas por estas
revisiones (Villas Boas et al., 2013).

Dado que la anquiloglosia se ha tratado quirúrgicamente durante siglos, actualmente existe dificultad
para realizar ensayos clínicos aleatorizados, ya que las madres de bebés con anquiloglosia que continuaron
amamantando durante más de cinco días solicitaron que el bebé se someta a cirugía (Emond et al., 2014). El
beneficio logrado con la liberación del frenillo lingual hace que sea poco ético negar este tratamiento a algunos
individuos debido a un estudio con un grupo de control (Baxter et al., 2018). Por ello, resulta necesario
crear estrategias dada la ausencia de ensayos clínicos o con evidencia insuficiente en esta área para responder
preguntas sobre la eficacia, efectividad, eficiencia y seguridad de determinadas conductas.

El análisis de la producción científica publicada puede ser una alternativa para responder preguntas,
en ausencia de ensayos clínicos. No es un sustituto del ensayo clínico aleatorizado, estándar de oro, pero
resulta ser una alternativa provisional para la investigación clínica y los profesionales deben sopesar los
beneficios y riesgos de este análisis.Este estudio ha podido caracterizar el avance de la ciencia en relación con
la anquiloglosia y orientar el inicio de nuevas investigaciones en esta área. Ante el aumento de información
disponible en la literatura, es importante buscar, analizar y aplicar la mejor evidencia disponible para la toma
de decisiones clínicas, siendo este el principio de la práctica basada en la evidencia.

5. Conclusión

La producción científica sobre anquiloglosia ha mostrado un aumento creciente en los últimos 28 años, con
la cirugía como foco principal. Los estudios descriptivos y series de casos fueron más frecuentes, con nivel
4 de evidencia científica, sin embargo, han comenzado a surgir estudios de cohortes y casos-controles, con
nivel 3 de evidencia. A partir de 2005, se publicaron los primeros ensayos clínicos aleatorios, con revisiones
sistemáticas posteriores.
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