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Resumen:

Antecedentes: el labio fisurado y/o paladar hendido es una patologia de alto impacto con
complicaciones desde el punto bioldgico, psicologico y social para el nifio y la familia determinando en
ella una crisis no normativa, generando a su vez gastos incalculables para el estado.

Objetivo: determinar los factores asociados a la severidad del labio fisurado y/o paladar hendido de
los infantes atendidos en la Fundacién Mashna Asirinki, en la ciudad de Cuenca durante el afio 2017.

Metodologia: se realizdé un estudio analitico de corte transversal, evaluandose 106 infantes de 0 a 5
afos, mediante entrevistas a los padres, previa firma del consentimiento informado, y la aplicacién de
un cuestionario previamente validado, ademas de la revision de historias clinicas de los pacientes. La
severidad del paladar hendido con los factores de riesgo, a través del Chi?, test de Fisher y el OR con
su IC del 95%.

Resultados: predominaron el sexo masculino con 51,9%, edad preescolar con 55,7%, diagnostico de
labio fisurado y paladar hendido unilateral afectando al 41,5% de los nifios; segun el grado de
severidad de la patologia, prevalecié la moderada, con el 62,3% de los casos; el factor de riesgo
asociado a la severidad moderada y grave fue el no consumo de acido félico pregestacional
OR:6,42;(IC 95%:1,31-31,36); p=0,038.

Conclusiones: la patologia fue mayor en el sexo masculino, predominando la severidad moderada y
el no consumo de acido folico pre gestacional como factor de riesgo.

Palabras claves: Labio fisurado. Paladar hendido. Labio y paladar hendido. Disfuncionalidad
familiar.
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Abstract:

Background: cleft lip and/or cleft palate is a high impact pathology with complications from the
biological, psychological and social point of view for the child and the family, determining a non-

normative crisis in it.

Objective: to determine the associated factors with the severity of the cleft lip and/or cleft palate of the

infants treated at the Mashna Asirinki Foundation, in the city of Cuenca during the year 2017.

Methodology: an analytical cross-sectional study was carried out, evaluating 106 infants from 0 to 5
years old, by means of interviews with the parents, previous signing of the informed consent, and the
application of a previously validated questionnaire, in addition to the review of patients’ medical records.
The data were analyzed using the SPSS program, version 15. The association between cleft palate

severity and risk factors was determined through Chi?, Fisher's test and OR with its 95% CI.

Results: male sex predominated with 51.9%, preschool age with 55.7%, diagnosis of cleft lip and
unilateral cleft palate, affecting 41.5% of children; According to the degree of severity of the pathology,
the moderate prevailed, with 62.3% of the cases; The risk factor associated with moderate and severe

severity was the non-consumption of pregestational folic acid OR: 6.42 (95% CI: 1.31-31.36); p = 0,038.

Conclusions: the pathology was higher in the male sex, with moderate severity and non-consumption
of pre-gestational folic acid as an associated risk factor.

Keywords: Fissed lip. Brown palate. Lip and handled palate. Family dysfunctionality.
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1.1 INTRODUCCION

El CDC (Centers for Disease Control and Prevention, por sus siglas en Inglés), estimo recientemente
gue cada afio en los Estados Unidos, nacen aproximadamente 2.650 bebés con paladar hendido (PH)
y 4.440 bebés que nacen con labio fisurado (LF) con o sin PH (1). Se estima que un 80% de estas
malformaciones no son sindromicas y su origen es multifactorial, debido a factores genéticos (20-30%)
y exdgenos como la radiacién, consumo de farmacos, tabaquismo, alcoholismo, edad de la madre o
el padre (70-80%), estos ultimos siendo de especial importancia en la prevencién (2).

En Ecuador en el 2014, el Instituto Nacional de Estadistica y Censos reportd 885 egresos de centros
hospitalarios por fisura del paladar y LF en todo el pais, de estos a la provincia del Guayas corresponden 254
casos y a la del Azuay 97; de los 885 pacientes referidos, 520 son hombres y 365 son mujeres (3). Asia tiene
una incidencia de 17/1.000, los aborigenes americanos 3,6/1.000, los afroamericanos 0,4/1.000. La proporcion
de género también es mas alta en los nifios que en las nifias. El LF y PH es mas frecuente en hombres, pero

las mujeres con mayor frecuencia tienen solo PH o LF aislados (alrededor de 0,5/1.000).

Las malformaciones orofaciales se pueden presentar en diferentes niveles de severidad, de lo que
dependen los procesos de reparacion y tratamiento que recibira el infante, por lo que es importante
determinar esta caracteristica en los nifios tratados, y conocer los factores asociados a los diferentes
grados de severidad. En la actualidad, la literatura se ha limitado a la exposicion de los factores de
riesgo asociados a la presencia de la condicion, sin embargo, no se han realizado analisis con el fin
de evaluar la severidad de la malformacion y sus factores asociados, siendo este el objetivo de estudio
del presente proyecto de investigacion; este estudio se encuentra alineado con las Prioridades de
Investigacion del Ministerio de Salud Publica del Ecuador 2013-2017, en el area de enfermedades
congénitas, genéticas, linea de LF y PH y en las sublineas de perfil epidemioldgico, atencion integral

e impacto psicosocial (7).

La organizacion del siguiente trabajo de investigacion esta constituida por los siguientes capitulos: introduccion,

donde se presenta las caracteristicas del problemay la justificacién de la realizacion del presente trabajo; marco

Dayanara Alexandra Gomez Piedras
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tedrico, en el cual se exponen los conceptos bésicos y las Ultimas revisiones bibliograficas con respecto al tema
en cuestion; metodologia, el cual enmarca las caracteristicas generales del estudio, poblaciéon, muestra,
parametros utilizados, operacionalizacion de las variables, andlisis estadistico realizado y recursos utilizados;
en el siguiente capitulo se precisan los principales resultados de la investigacion determinados por los objetivos
planteados, seguido de la discusion de los mismos mediante contraste y similitud con estudios realizados
previamente que exponen la misma problemética del presente analisis; se concluye con un apartado de

conclusiones y recomendaciones.

1.2 PLANTEAMIENTO DEL PROBLEMA

El LF y/o el PH es una condicion que afecta a nifios en todas las areas geograficas, con una prevalencia
ligeramente mayor en los paises en vias de desarrollo (8); se ha reportado que en general el LF y PH es mas
frecuente en el sexo masculino, mientras el LF o PH aislado es méas frecuente en el femenino. En el contexto
de diversidad y cultura, se ha observado que epidemiol6gicamente existe una clara distribucion racial en la
susceptibilidad poblacional: la incidencia es menor en las poblaciones de origen afro (1/2.500) y mayor en las
orientales (1/700). Estudios en poblaciones amerindias revelan también alta incidencia, posiblemente
relacionada con el origen oriental de las culturas aborigenes, pero también asociada a otros factores

poblacionales como edad materna, consanguinidad, estrés y contaminantes ambientales, entre otros (9)

Las malformaciones orofaciales son un grupo etiolégicamente heterogéneo, aproximadamente el 70% de los
casos estén aislados (no sindrémicos) con etiologia compleja, que involucra varios factores de riesgo genéticos
y ambientales, siguiendo un modelo de herencia multifactorial de umbral. En esta situacion, la recurrencia
familiar a menudo esta presente y la historia familiar deberia ser investigada cuidadosamente. La investigacion
de laboratorio ha mejorado la tasa de diagnostico especifico, y ya se han reconocido mas de 600 sindromes

gue implican este tipo de malformacién (10-12).

Dayanara Alexandra Gomez Piedras
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Seha planteado la asociacion de factores tanto intrinsecos como extrinsecos en los pacientes con LF y/o PH

para el riesgo de desarrollo del mismo, dentro de los que se exponen aquellos inherentes a la familia, donde se

encuentra la edad materna, paterna y los antecedentes familiares de malformaciones orofaciales (13),

condiciones propias de la madre, como consumo de sustancias o exposicion a toxicos tanto pre gestacionales
como gestacionales (14) y el no consumo de &cido félico durante la gestacion (15); se han descrito factores
intervinientes como la educacién, residencia de los padres, estructura y funcionalidad familiar, controles
prenatales, entre otros, que a pesar de no incidir de manera directa sobre el desarrollo de esta patologia, pueden

inferir en los diagndsticos no realizados a tiempo con sus respectivos agravantes (16).

En la actualidad existen corrientes de investigacién que han reportado los factores de riesgo que se encuentran
asociados a la presencia de anomalias orofaciales (16), a pesar de ello, existe un vacio de conocimiento en lo
gue respecta a los grados de severidad en estas condiciones; si bien la severidad de las malformaciones se ha
investigado para el desarrollo de nuevas clasificaciones y técnicas de reparacion (17), no han sido establecidos

cuales factores podrian estar asociados a una mayor probabilidad de presentar un nivel de severidad especifico.

ElI LF y/o PH es una enfermedad que incide de manera negativa y en forma importante en la calidad de vida del

nifio afectado, con repercusiones fisicas y psicologicas, incluyendo a la familia y su entorno social (18).

Se aspira que los resultados beneficien prioritariamente a los nifios afectados y a su entorno familiar inmediato.
Con relacién a las soluciones del problema, no se ha planteado un consenso de estudio para determinar los
factores asociados a los cuadros de severidad de los casos de LF y/o PH, por lo cual se espera con la presente
investigacion marcar una pauta de andlisis, con la finalidad de establecer un punto de referencia para otras

investigaciones.

En la actualidad no se cuenta con estudios sobre LF y/o PH en la provincia del Azuay, pese a que es una de las
primeras diez malformaciones mas frecuentes que constituyen un problema familiar, social y de salud publica. La
implementacion de politicas y estrategias para lograr la promocion, prevencién y acompafiamiento a las familias
con un hijo que presenta estas anomalias (19), requiere de informacién especifica, obtenida de la realidad de

las comunidades a las que va dirigida, permitiendo que se brinde una atencion integral en la salud familiar.
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El reconocimiento de la etiologia, los factores de riesgo y la historia natural es esencial para definir como deben
planificarse e implementarse la prevencién y el tratamiento de los pacientes con LF y/o PH, asi como para medir
la eficacia de tal intervencion. Estos aspectos asociados con la evaluacion de los resultados y la satisfaccion
del paciente forman la base de conocimiento que es fundamental para el desarrollo de politicas de salud

equitativas. Las hendiduras orales son un grupo heterogéneo e importante de enfermedades congénitas (20,21).

La realizacion de este estudio se justifica debido a que los multiples factores de riesgo asociados a esta
patologia hacen que se encuentre en ascenso a nivel mundial, y Ecuador no escapa de dicha problematica.
Este estudio, por tanto, representa una puerta para la realizacién de la descripcién y analisis de los principales
factores que se han asociado a la patologia de LF y/o PH y a sus casos mas graves, lo cual demostrara de
manera precisa cOmo es su comportamiento, con el fin de determinar las bases de la prevencion para las
comunidades con caracteristicas mayormente asociadas y de esta manera brindar una atencién adecuada y

oportuna a los pacientes que padecen dicha patologia.

Este estudio se encuentra alineado con las Prioridades de Investigacion del Ministerio de Salud Publica del
Ecuador 2013-2017, en el area de enfermedades congénitas, genéticas, linea de LF y/o PH y en las sublineas
de perfil epidemiolégico, atencién integral e impacto psicosocial (7). La importancia de este analisis radica en
determinar los factores asociados a la severidad, cuestionamientos no estudiados previamente en la region, de
manera que se espera demostrar en qué medida los factores maternos y paternos pueden influir de forma
negativa en la severidad de estos casos; el conocer esta informacion dara al personal de salud y comunidad en
general las herramientas sobre los factores prevenibles y modificables, los cuales potencialmente podran

disminuir la incidencia de esta patologia y sus casos mas severos.

Los resultados del presente andlisis estaran disponibles en el repositorio de la Universidad de Cuenca, los
beneficiarios de este estudio seran los padres de los nifios participantes con diagnéstico de LF y/o PH, ya que
conoceran qué factores se han presentado en mayor proporcion en estos casos, mismos que deberan tomarse
en cuenta en el momento de la planificacion familiar de un nuevo hijo; ademas beneficiara a la comunidad en
general y al sistema de salud pues con este conocimiento se incidira en la reduccion de los costos asociados

a esta patologia y a sus casos mas severos.
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2.1 FUNDAMENTO TEORICO

2.1.1. Malformaciones orofaciales

Las descripciones de estas malformaciones datan de los egipcios, desde el afio 2000 A.C. Las hendiduras
orofaciales son uno de los defectos de nacimiento mas comunes en los seres humanos. Las fisuras labio
palatinas no sindrémicas son heterogéneas con una variacion etiolégica y se cree que surgen de una
combinacién de factores genéticos y ambientales (22). Frecuentemente tiene una mayor incidencia en asiaticos
y poblaciones americanas de origen asiatico, un grado intermedio de aparicion en las poblaciones caucéasicas
y una menor ocurrencia en las poblaciones de africanos y afroamericanos (23). El LF y PH es mas frecuente
en el sexo masculino y las fisuras aisladas son mas frecuentes en las mujeres. La proporcion de acuerdo al
sexo varia con la severidad de la fisura, presencia de malformaciones adicionales, numero de hermanos

afectados en la familia, etnias, origen y posiblemente la edad paterna (24).

2.1.2. Caracteristicas epidemioldgicas de las malformaciones orofaciales

ElI LF y/o PH constituye el grupo mas frecuente de malformaciones congénitas de cabezay cuello, observandose
con una frecuencia de entre 0,8 a 1,6 casos de cada 1.000 nacimientos. Al parecer existe una prevalencia
proporcional en Asia, donde se observa 1 caso por cada 300 nacimientos y una frecuencia menor en la poblacion
africana, observandose 1 caso por cada 2.500 nacimientos. En todos los grupos étnicos prevalecen los casos

en pacientes de sexo masculino (25).

El 75% de los casos de LF y/o PH se deben a fendmenos multifactoriales, dentro de los cuales destaca el
tabaquismo, consumo de bebidas alcohélicas y farmacos (en especial los anticonvulsivos), desnutricion,

intoxicacion por plomo, insuficiencia en el consumo de acido félico, entre otros factores.

Por su parte, entre el 20% y el 25% de los casos se debe a factores genéticos e historia familiar; asi, mientras

mas personas en la familia hayan padecido esta patologia, mayor es el riesgo de heredarla (25).

Dayanara Alexandra Gomez Piedras
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2.1.3 Clasificacion de severidad de las fisuras labio palatinas

En relacion con los componentes evaluados de la malformacion labio palatina se disefi6 la nueva clasificacion
de fisuras considerando la severidad en que estan afectados sus componentes: nasal, labial, palatino primario
y secundario. Igualmente, se establecieron tres grados de severidad para simplificar la clasificacion: leve,

moderado y grave.

Tabla 1. Clasificacion de severidad de las fisuras labiopalatinas unilaterales

Programa Outreach Surgical center — Lima, Peru

Tipo Nariz Paladar primario | Labio

e A leve Deformidad leve | Menor de 5mm Al. Rotacion del
arco de Cupido
menor de 30°
A2. Rotacion del
arco de Cupido
mayor de 30°

e Moderado Deformidad Entre 5a 15mm B1l. Rotacion del
moderada arco de Cupido
menor de 30°
B2 Rotacion del
arco de Cupido
mayor de 30°

C. Grave Deformidad Mayor de 15mm | C1. Rotaciéon del
severa Arco de Cupido
menor de 30°
C2. Rotacion del
Arco de Cupido
mayor de 30°

Tomado de la nueva clasificacion de severidad de fisuras labio palatinas. Rossell Perry, 2014. (17)

Dayanara Alexandra Gomez Piedras
Pagina 15



ol
AE Universidad de Cuenca
&xi_‘

Tabla 2. Clasificacion de severidad de las fisuras labio palatinas bilaterales

Programa Outreach Surgical center — Lima, Pera

Tipo Nariz Fisura Labio
e A. Leve Columela 1/3 a | Fisura menor de | Prolabio 2/3 o
2/3 de la altura | 5mm mas de la altura
nasal del  segmentos
lateral

e B. Moderado | Columela hasta | Entre 5a 15 mm | Prolabio 1/3 a 2/3

1/3 de la altura de la altura del

nasal segmento lateral

e C. Grave Columela nasal | Mayor de 15 mm | Prolabio 1/3 o
casi inexistente menos de la

altura del

segmento lateral

Tomado de la nueva clasificacion de severidad de fisuras labio palatinas. Rossell Perry, 2014. (17)

2.1.4 Factores asociados a malformaciones orofaciales

Esta patologia es producida por una noxa externa como una disrupcién vascular o un teratdégeno, pues
algun factor interrumpe su desarrollo. La patogenia de esta anomalia es de caracter multifactorial; en
su apariciéon desempefian un papel importante los factores genéticos y ambientales (26). Los agentes
teratdgenos son aquellos elementos perturbadores que pueden inducir o aumentar la incidencia de
malformaciones congénitas cuando se administran o actdan durante la gestacion; sus efectos varian
en dependencia del genotipo materno y fetal, las caracteristicas propias del mismo (naturaleza, dosis
y tiempo de exposicidn), los mecanismos mediante los cuales éstos ejercen su efecto en particular y
la etapa del desarrollo en que actuan (27). El alcohol y el tabaco son considerados teratbgenos

guimicos, razon por la cual su consumo durante el embarazo constituye un riesgo para el feto (28).

Esta malformacion es tridimensional y complicada, incluye distorsion de la piel, la musculatura, las
membranas mucosas Y las estructuras esqueléticas subyacentes, tanto huesos como cartilagos a lo
cual se suman multiples y severas alteraciones en el proceso de denticién (29). La clasificacion de las

fisuras se hace de acuerdo a las estructuras comprometidas: labio, encia, paladar 6seo, velo. Las
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hendiduras pueden ocurrir solamente en el labio (unilateral o bilateral), en el labio y los alvéolos, o bien

en el labio y el paladar. La hendidura del paladar puede ser solo posterior, unilateral o bilateral (30).

2.1.4.1 Edad paternay materna y malformaciones orofaciales

Las edades de ambos padres han sido asociadas a efectos adversos en la descendencia, sin embargo, ha sido
controversial el efecto que la edad tiene sobre la presencia de malformaciones orofaciales; multiples reportes
han demostrado estas asociaciones, como lo es el caso de un andlisis realizado por Bille y et al. en el cual se
reporté que era la menor edad en los padres el grupo asociado a la presencia de LF y/o PH Edad paterna (EP)
18-24 afios tiene OR 9.12 (IC del 95% = 2.2-36.7), EP 30-34 tiene OR 2.74 (IC del 95% = 1.2-5.9), EP 35-48
tiene OR 5.82 (IC del 95% = 2.2-15.67) en comparacién con aquellos en la categoria de 25-29 afios,
evidenciandose que el mayor riesgo lo obtuvieron los menores de 24 afios seguido por los mayores de 48 afios,
lo cual confiere un importante hallazgo ya que se puede explicar que el factor de riesgo son las edades extremas
(31).

La edad materna ha sido ampliamente estudiada como un factor de riesgo para las fisuras orales, pero los
resultados son contradictorios. Varios estudios (asociacién con mujeres mayores de 35 afios p<0,05 (32), (OR
ajustada = 2,12; IC del 95%: 1,26 a 3,57) (33) han encontrado una asociacion positiva con el aumento de la
edad materna para el LF con o sin PH, PH o0 ambos. Otros estudios como la gran revision realizada por Vieira
et al. en el cual se reportaron estudios de 13 paises en donde en ninguno de ellos la edad materna superior a
los 35 afios fue un factor de riesgo para la presencia de malformaciones orales; debido a lo antes planteado,
parte la importancia de investigar en el presente analisis cual es la asociacion entre la edad materna y paterna

avanzada y la severidad del LF y/o PH (34).

2.1.4.2 No consumo de acido félico y malformaciones orofaciales

Existe evidencia sélida de los ensayos clinicos de un gran efecto preventivo del 4cido félico sobre la recurrencia
y la aparicién de defectos del tubo neural (DTN). La evidencia més fuerte para un efecto preventivo de altas
dosis de suplementos de &cido félico sobre la recurrencia de DTN proviene del estudio aleatorizado doble ciego
del Medical Research Council (MRC), donde las mujeres con un nifio previo con DTN fueron asignadas

aleatoriamente a grupos de 4 mg de &cido folico, vitaminas distintas del acido folico, vitaminas con 4 mg de
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acido folico y placebo, tomadas diariamente antes de la concepcion y durante el primer trimestre del embarazo
(35).

Esta evidencia se sustenta en un estudio realizado por Kelly et al. el cual reporté que la prevalencia de LF y PH
fue de 1.98 IC del 95% 1.31 a 2.99 por cada 1000 nifios de 9 meses. La proporcion de probabilidades para el
LF fue 4,36 veces mayor (IC del 95% = 1,55 a 12,30, p= 0,005) para los bebés de madres que no tomaron acido
félico durante los primeros 3 meses de embarazo, en comparacion con los que si tuvieron ingesta de folato
durante el primer trimestre. El uso de acido folico fue sub 6ptimo en el 36.3% (IC del 95% = 35.4 a 37.2) de la

muestra (36).

2.1.4.3 Antecedente familiar de malformaciones orofaciales

La herencia se ha asociado a la presencia de malformaciones orofaciales, sin embargo, sigue siendo
controversial ya que existen casos en los que se presentan estas anomalias, y no se evidencian casos en la
familia, por lo cual se estima que no es un factor que se encuentre sin un componente ambiental de riesgo; en
un estudio realizado por Jamilian et al. se planteé que los antecedentes familiares de hendiduras aumentaban
hasta 7 veces mas el riesgo de desarrollar estas anomalias (OR 7,4; IC del 95%) (37). Del mismo modo,
Figueiredo et al. encontraron relacion entre la historia familiar y las fisuras labiales (antecedente materno: OR
4.7; 1C del 95%, 3.0-7.2; paterno: OR 10.5; IC del 95% 5,9-18,8; hermanos: OR 5.3; IC del 95%, 1.4-19.9) (38).
De igual manera Gonzalez et al. demostraron que el antecedente familiar se asocié a mayor riesgo de LF y/o
PH OR 7,4 IC del 95% 2,1-5,5 (39).

2.1.4.4. Toxicos gestacionales y malformaciones orofaciales

Se han relacionado a la presencia de esta patologia los siguientes factores: anticonceptivos orales, exposicion
materna al consumo de tabaco y alcohol, medicamentos (anticonvulsivos) y teratdgenos (solventes, productos
guimicos agricolas). El tabaquismo materno durante el embarazo se relaciona constantemente con un mayor

riesgo de esta patologia, y también se ha investigado el tabaquismo de segunda mano. Los hallazgos sobre los
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otros factores de riesgo y las interacciones genético-ambientales no han sido concluyentes, debido a cuestiones

metodoldgicas (40—-42).

2.1.4.4.1. Alcohol y malformaciones orofaciales

El alto consumo materno de alcohol se asocia con Sindrome del alcoholismo fetal, caracterizado por rasgos
faciales distintivos, dismorfologia, restriccion de crecimiento prenatal y postnatal, y anomalias del sistema
nervioso central y neuro desarrollo. La asociacion entre el alcohol materno y malformaciones congénitas
individuales como las fisuras orofaciales es menos clara. Consumir alcohol, generalmente definido como 5 6
mas bebidas por sesion, puede ser particularmente dafino para el desarrollo fetal porque expone al feto a
mayores concentraciones de alcohol en sangre que beber la misma cantidad de alcohol en un mayor periodo
de tiempo (43).

Romitti et al. realizaron un estudio con la finalidad de determinar la relaciébn entre el consumo de alcohol
periconcepcional y malformaciones orofaciales, en el cual analizaron diferentes grupos de combinaciones entre
LF y/o PH o LF y PH aislados, encontrandose una asociacién entre algunos casos dentro de los que se reporta:
que tomar de 1 a 4 veces dos 0 mas tipos de bebidas fue un factor de riesgo para la presencia de PH aislado
OR 1,7 IC del 95% 1,1-2,8, del mismo modo, tomar mas de 30 bebidas destiladas al mes OR 4,3 IC del 95%
1,0-17,8 fue un factor de riesgo para LF aislado, al igual que tomar vino méas de 30 veces al mes OR 4,5 IC del
95% 1,4-14,6 (44).

2.1.4.4.2. Tabaco y malformaciones orofaciales

Si bien se ha establecido una relacion entre la exposicion al tabaco materno y el desarrollo de fisuras orofaciales
en el nifio durante algun tiempo, el grado real de riesgo conferido no esta bien cuantificado. Debido a que una
mejor comprension de este riesgo beneficiaria a los especialistas prenatales en el asesoramiento de futuros
padres, se realizd un andlisis con la finalidad de determinar dicha asociacion, evidenciandose que de un total
de 329 pacientes con LF y/o PH y 131 controles, se reportd que los siguientes factores se asociaron con la

malformacién orofacial: exposicion al tabaco materno (p <0,001) y después del ajuste para estas variables, tener
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un padre fumador se asocié con un aumento de 2,09 veces las probabilidades de que el nifio desarrolle esta
patologia (IC del 95%: 1,22 a 3,58) (45).

2.1.4.4.3. Toxicos agroquimicos y malformaciones orofaciales

Se ha relacionado la exposicién a los agroquimicos con la presencia de malformaciones orofaciales;
aungue los reportes siguen siendo escasos y no concluyentes, en un analisis realizado en una
poblacién de estudio derivada del Valle de San Joaquin, California (1997-2006), se incluyeron 73 casos
con anencefalia, 123 con espina bifida, 277 con LF y/o PH y 117 con PH, ademas de 785 controles,
un total de 38% de los sujetos fueron expuestos a 52 grupos quimicos y 257 quimicos especificos.
Hubo relativamente pocos indices de probabilidad elevados con intervalos de confianza del 95%, que
excluyeron 1 después del ajuste para las covariables relevantes. Esos grupos quimicos incluian
derivados del petréleo para la anencefalia, herbicidas de hidroxibenzonitrilo para la espina bifida y
herbicidas de 2,6-dinitroanilina y ditiocarbamatos-isotiocianato de metilo para LF y/o PH. Los productos
qguimicos especificos incluian sal de 2,4-D dimetilamina, metomilo, imidacloprid y éster fosfato de a-
(para-nonilfenil) -w-hidroxipolilo (oxietileno) para la anencefalia; el herbicida bromoxinil octanoato para
la espina bifida; y trifluralin y maneb para LF y/o PH. Los OR ajustados variaron de 1,6 a 5,1. Dado
que tales razones de probabilidad podrian haber surgido por casualidad debido al niamero de
comparaciones, el estudio mostré una falta general de asociacion entre una variedad de exposiciones
a pesticidas agricolas y los riesgos de defectos de nacimiento seleccionados, por lo cual se necesitan

mas estudios para establecer esta relacion (46).

No obstante, un estudio realizado por Figuereido et al. para evaluar riesgos parentales para el desarrollo de
malformaciones orofaciales, reporté que la exposicion a quimicos o productos agricolas industriales antes y
durante el primer trimestre de embarazo demostré una relacion estadisticamente significativa entre estos
productos y el riesgo de malformaciones orofaciales neonatales. De la misma forma, se observé un mayor riesgo
de desarrollar estas fisuras orofaciales en el neonato, en aquellas madres cuya ingesta de agua se realizaba a
través de pozos y agua estancada (OR = 2,0; IC del 95%, 1,5-2,9); en contraposicién, el riesgo de esta patologia

fue menor en aquellas madres con ingesta de agua potable o filtrada (OR = 0,6 y 0,7, respectivamente) (38).
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2.1.4.4.4. Farmacos y malformaciones orofaciales

La dieta y los factores nutricionales no solo son importantes para la predisposicion de las malformaciones, sino
gue la ingesta de medicamentos esta relacionada con un riesgo significativo de LF y/o PH. En algunas
situaciones clinicas, es necesario que la mujer tome medicamentos durante el embarazo. Segun la FDA
(Administracion de Drogas y Alimentos de los Estados Unidos), los medicamentos se clasifican en cinco
categorias (categoria A, B, C, D, X), que describen los beneficios y riesgos potenciales del uso del medicamento
en mujeres embarazadas. El uso de medicamentos durante el embarazo requiere una cuidadosa consideracion.
Algunos estudios epidemiolégicos han determinado que la relacion entre las fisuras orofaciales y los
medicamentos durante el embarazo es muy importante. Esta relacién conduce a la necesidad de realizar

campafas educativas adicionales, por ejemplo, para reducir los medicamentos accesibles de venta libre (47).

- Esteroides

Los corticosteroides son medicamentos de primera linea utilizados para el tratamiento de una variedad de
condiciones en mujeres en edad fértil; en modelos animales, el papel de los corticosteroides sobre la hendidura
orofacial esta bien documentado. Algunos estudios han examinado la asociacion entre el uso de corticosteroides
por mujeres durante el periodo periconcepcional (un mes antes a 3 meses después de la concepcién) y parto
de recién nacidos con anomalias congénitas. Se ha encontrado un mayor riesgo de LF y/o PH no sindromicos
(48).

Los hallazgos cientificos no han sido hasta la fecha concluyentes con respecto a esta relacion entre el uso de
esteroides en el embarazo y la presencia de malformaciones; en un analisis realizado por Hviid et al. se observd
gue el LF con o sin PH se asocio con el uso de corticosteroides dermatoldgicos representando un riesgo de OR
1,45 IC del 95% 1,05-2,05, sin embargo para los casos de uso sistémico no se evidencidé asociacion en el caso
de LF y/o PH OR 1,05 IC del 95% 0,80-1,38 o PH aislado OR 1,23 IC del 95% 0,83-1,82) (49).

- Anticonvulsivantes

Los anticonvulsivos (fenitoina / hidantoina, oxazolidinedionas y &cido valproico) se asocian con una clara

demostracion de mayor riesgo de defectos congénitos. Las 3 clases de medicamentos inducen LF y/o PH como
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parte de embriopatias (48); en un estudio de tipo analitico realizado por Petersen et al. en el cual se estudiaron
los anticonvulsivantes y sus efectos sobre malformaciones en infantes, se determin6 que de los medicamentos
estudiados el uso de valproato fue un factor asociado al desarrollo de malformaciones mayores dentro de las
gue se encuentran el LF y/o PH OR 2,40 IC del 95% 1,38-4,14 (50).

- Farmacos anti-inflamatorios no esteroideos

Existe controversia sobre si el uso de aspirina durante el embarazo aumenta el riesgo de anomalias congénitas.
Se insinud que el consumo de aspirina durante el primer trimestre del embarazo estuvo involucrado en la
etiologia de las hendiduras orales, aunque una revision de un gran cuerpo de datos epidemiolégicos
experimentales de animales y humanos publicados no proporcioné evidencia concluyente directa de efectos
adversos en la gestante y su feto en desarrollo. Un metaanalisis basado en 22 estudios publicados entre 1971
y 2002, sugirié un mayor riesgo de defectos del tubo neural (OR 2,2; IC del 95%: 0,93-5,17), gastrosquisis (OR
2,37 IC del 95% 1,44-3,88) y LF y/o PH (OR 2,87 IC del 95% 2,04-4,02) después del uso de aspirina al inicio

del embarazo (48).

- Drogas ilicitas y malformaciones orofaciales

El uso de drogas se ha reportado como un factor de riesgo para las malformaciones congénitas, por lo cual se
realiz6 un andlisis en Estados Unidos, a través de los datos del Estudio Nacional de defectos congénitos y un
estudio de casos y controles con la finalidad de determinar dicha relacion; este report6 que el uso de cocaina
peri-concepcional fue un factor de riesgo para LF y/o PH OR 2,5 IC del 95% 1,1-5,4, concluyendo que se
necesitan mas analisis valorando distintos tipos de drogas ilicitas, para determinar la verdadera relacién entre

estos factores(51).

- Irradiacién y malformaciones orofaciales

La irradiacion ionizante actla como una injuria directa al embrién. Las malformaciones inducidas son similares
a las notadas después de la exposicién a etanol, acido retinoico o hipertermia. Los mecanismos celulares de la
radiacion y la teratogénesis no se encuentran del todo dilucidados. Varian desde lesiones subletales que afectan
la diferenciacién e interacciones celulares, a efectos sobre las tasas de proliferacion y muerte celular. La

respuesta celular a la radiacion depende del ciclo celular. También en algunos casos la muerte celular esta
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vinculada a dafios cromosomicos. Algunos estudios han demostrado que la irradiacion da como resultado una
permeabilidad alterada de las estructuras intracelulares y la liberacion de enzimas, es decir, la ruptura de las

membranas lisosomales, lo cual sugiere que esto es resultado de la formacién de perdxido lipidico (52).

A pesar de estas teorias, se evidenci6 en la bibliografia un estudio de tipo descriptivo realizado en Japoén, el
cual expuso que de los pacientes evaluados aquellos que fueron expuestos a radiacion no tuvieron mas riesgo
de desarrollar LF y/o PH (para LF OR 1,36 IC del 95% 0,27-6,04, para LF y PH OR 2,37 IC del 95% 0,81-6,99)
(53), por lo cual se necesitan mas analisis y actualizaciones para determinar la verdadera asociacion de la

exposicion a radiacion y malformaciones orofaciales.

2.1.5. Factores intervinientes
2.1.5.1. Enfermedades maternas y malformaciones orofaciales

Algunas enfermedades han sido relacionadas con mayor riesgo de desarrollar malformaciones orofaciales,
aungue se deben realizar estudios para determinar en muchos casos cual es la fisiopatologia asociada. En un
andlisis realizado por Figueiredo et al. para evaluar los factores de riesgo de los padres para las hendiduras
orales entre los centroafricanos, los asiaticos del sudeste y los centroamericanos, se estudio la asociacion entre
ciertos estados patol6gicos como diabetes, hipertension y convulsiones, y a pesar de que hubo un mayor riesgo
asociado en aquellas pacientes con antecedentes clinicos de hipertensiéon (OR 5,6 IC del 95% 1,4-22,1), al
realizar el ajuste por las demas variables del estudio, no se evidencié dicho comportamiento (OR 3,4 IC del 95%
0,8-14,4), por lo cual se ha considerado que la asociacién se encuentra dada por los medicamentos para estas

patologias y no las patologias en si (38).

2.1.5.2. Educacion maternay paternay malformaciones orofaciales

La educacion de los padres representa un factor interviniente dentro del proceso de las malformaciones orales

gue afecta de forma indirecta, ya que la baja educacién de estos se ha asociado a mayor prevalencia de casos
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de malformaciones, sin embargo, no se debe principalmente a una afectacion fisiopatologica, sino ambiental,
en el cual se ha reportado que las madres con una educacion baja, suelen realizar en menor medida controles
prenatales, por lo cual seran propensas a no tomar las medidas de tratamiento necesarias en el momento del
embarazo; principalmente no seran administrados los medicamentos necesarios para el correcto desarrollo del
recién nacido, por lo cual resulta en un factor interviniente pero no en un determinante, es decir, que la educacion
baja de los padres no es un factor de riesgo en si, sino se asocia a un mal control del embarazo, que también
puede estar asociado a un nivel de ingresos bajos, como se demostré en un estudio realizado por Pawluk et al.
en el cual los ingresos bajos fueron un factor de riesgo con un OR 1,74 1C del 95% 1,14-2,64 para la presencia
de LF aislado (54).

Una investigacion realizada por Figueiredo et al. la cual tuvo como objetivo determinar factores de riesgo para
desarrollar hendiduras orales en poblacion africana, centroamericana y del sudeste asiatico, con un grupo de
estudio de 754 casos controles y 430 casos patoldgicos, se reportdé que las madres de los nifios afectados
tenian mas posibilidad de estar desempleadas en relacion a las madres del grupo control (47,1% vs 51,3%).
Las madres con educacién secundaria, primaria 0 menos tuvieron un mayor riesgo de desarrollo de hendiduras
labiopalatinas durante el embarazo en relacion con aquellas madres con educacion universitaria (OR= 2,4; IC
del 95%, 1,6-3,8 y OR = 1,6; IC del 95%, 1,2-2,2, respectivamente); en el caso de los factores paternos,
aqguellos padres con educacién secundaria 0 menor se asociaron con un mayor riesgo de casos de LF y PH en

relacién con aquellos padres de educacion universitaria (77,8% vs 88,1%, combinados) (38).

2.1.5.3. Procedencia y malformaciones orofaciales

Se han realizado estudios poblacionales que investigaron los factores sociodemograficos que puedan tener
algun tipo de influencia dentro de la presencia del PH. Es el caso de un estudio realizado en la India, en donde
de 108 pacientes, la mayor proporcién provino de un area rural con un 59,2%; esta prevalencia del sector rural
condujo a plantear algunos factores influyentes en este comportamiento , entre los que se menciona que en el
area rural las madres suelen estar en contacto directo con sustancias toxicas, principalmente agroquimicos; de

igual manera tienen un servicio médico mas restringido, un estatus socioeconémico bajo y educacién baja (55).
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Ruslin et al. realizaron un andlisis en Indonesia y reportaron que la frecuencia de LF y PH es significativamente
mayor en nifios de zonas rurales que en nifilos de zonas urbanas (p <0.05), de igual manera se muestra que la
frecuencia de LF en comparacion con otras fisuras (LF y PH o PH aislado) fue significativamente mayor en
zonas urbanas en comparacion con la poblacion rural (p <0.05), por lo cual no se tiene claro hasta el momento

el verdadero papel de la procedencia y el desarrollo de malformaciones orofaciales (29).

2.1.5.4. Control prenatal y malformaciones orofaciales

El control prenatal es un factor interviniente en las malformaciones orofaciales, principalmente se ha asociado
el no control con la aparicion de malformaciones tipo LF y/o PH; esta relacién se encuentra determinada debido
a que la paciente que no realiza un control de tipo adecuado es propensa al no conocimiento de los factores de
riesgo para este tipo de patologias, asi como también que por lo general no adquiere el habito de la toma de
los medicamentos propios del embarazo como es el caso del 4cido félico, por lo cual el no control del embarazo
influye de forma indirecta sobre las malformaciones en estos nifios, asi como se ha expuesto en un analisis de
Olufunmilayo realizado en Nigeria, en el cual se reporté que el no control prenatal fue un factor de riesgo para
el desarrollo de LF y/o PH, presentando un OR 4,2 IC del 95% 1,97-9,9 (56).

2.1.5.5. Estructura y Funcionalidad familiar y malformaciones orofaciales

La funcionalidad familiar es tomada como la mayor o menor posibilidad de cohesién, armonia, adaptabilidad,
afectividad, roles, permeabilidad y capacidad comunicativa que tiene una familia, y por medio de la cual les
permite resolver problemas dentro del hogar considerados como determinantes en la interrelacién familiar, y en
este estudio se analiza como un factor interviniente (23). La funcionalidad familiar es un pilar para el equilibrio

biopsicosocial de sus miembros, por lo que se vuelve indispensable trabajar en ella (58).

La funcién familiar es la que permite a la familia cumplir con éxito los objetivos y funciones a ella asignados
tanto histérica como socialmente; cada integrante de la familia debe tener claros los roles o tareas asignadas
y aceptadas por cada uno (59). En los hogares con adecuado funcionamiento familiar predomina una

comunicacion efectiva y espontanea, expresando sus sentimientos de una manera adecuada, sean éstos
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negativos o positivos, predominando un clima afectivo adecuado, ayudando con esto a un buen potenciamiento

de la integracion familiar para una respuesta satisfactoria a cualquier conflicto o crisis que se presente en el

transcurso del ciclo evolutivo familiar. La integracién es fundamental en las familias (60), puesto que tarde o
temprano atraviesan crisis no normativas de pérdida que sumadas a otros factores como la edad de los padres,
el ciclo vital que atraviesan, la sobrecarga de roles, la ausencia de limites, generaran disfuncionalidad familiar,
lo cual sera una dificultosa travesia para que estos grupos familiares salgan victoriosos y fortalecidos. No se
han encontrado estadisticas que relacionen la disfuncionalidad familiar en pacientes con LF y/o PH, por lo que

es importante investigarlo en este estudio.

2.1.6. Lesiones orofaciales desde la perspectiva de la teoria de los sistemas

En el contexto familiar, el poseer un caso con LF y/o PH confiere diversos cambios dentro del sistema completo
de la familia. Partiendo de la teoria de sistemas, la cual plantea que los individuos se encuentran en un sistema
de interaccidn abierto, por lo cual no se aisla a la familia dentro del contexto cerrado, sino que se relaciona a la
misma con el medio externo, esta teoria plantea que se puede mantener un equilibrio siempre y cuando la
familia interacciona de manera adecuada con su medio ambiente, y si éste le presta las condiciones idéneas.
Aunque en la familia se presenten eventos irreversibles, al mantener dicho balance se comienza a trabajar

dentro de la misma para contrarrestar la adversidad (61).

En el contexto de una familia en la cual existe un miembro con LF y/o PH, se exponen diversos factores que
pueden influir tanto a su estilo de vida como el de su entorno, comenzando por las caracteristicas propias del
mismo; desde su diagnéstico, al conocer por primera vez este hecho los padres, en mayor parte por
desconocimiento, pueden llegar a tener una crisis, que en referencia al ciclo vital del individuo se caracteriza
por ser no normativa, la cual genera que en el seno familiar se comiencen a crear mecanismos que la

contrarresten; sin embargo, dependera de la funcionalidad familiar que se mantenga (62).

Siguiendo en este orden de ideas, con el nacimiento del nifio que posee esta lesiéon orofacial comienza un
proceso familiar complejo, en donde se estan suscitando dos eventos importantes: el primero, la llegada de un

nuevo miembro a la familia, y el segundo, que éste tiene una condicién que genera que su atencién sea mucho
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mias-duidadosa con respecto a un nifio sano; este momento es crucial, ya que los padres del nifio pueden tener

dos mecanismos principales de impacto hacia él: el primero se explica como la aceptaciéon y posterior

mantenimiento de esta situacion, hasta que se hace cotidiana, y el segundo es aquél donde alguno de los dos

o0 ambos rechazan la condicién del nifio, propiciando una serie de problemas no acordes a una estructura y

funcionalidad adecuada (63).

Los nifios con esta afeccién por lo general se encuentran sometidos a muchos estudios desde el inicio de su
vida, y esto se debe a que las lesiones orofaciales en algunos casos se encuentran asociadas a otras
condiciones en ellos; posteriormente a esta serie de andlisis primarios, si el paciente es controlado de manera
adecuada sera sometido a multiples intervenciones quirargicas para la reparacion de la lesion, las cuales se
realizan a lo largo de su vida e incluso pueden llegar hasta la edad adulta. Se ha planteado que todos estos
procesos repercuten en que el nifio tienda a madurar mas réapido con respecto a nifios de su misma edad,
debido principalmente a que debe conllevar una situacion no agradable en todos los sentidos, tanto fisicos como

psicolégicos (63).

De manera general, un nifio con una lesion orofacial, al igual que sus padres, tendra dos mecanismos de
respuesta: el primero sera la resiliencia, en la cual buscara todos los medios para superar esta eventualidad;
sin embargo, en muchos casos esta resiliencia se ve influenciada por la propia condicion familiar y dependera
de cédmo se han comportado sus padres con respecto a la condiciébn que el nifio presenta. El segundo
mecanismo que el nifio puede desarrollar es aquel donde solo se compadezca de la condicidon que le afecta y
se plantee como una victima de una situacién que no puede controlar; en este caso tanto como el primero, su

familia influye de manera primordial (63).

Al momento de la valoracién de un nifio con LF y/o PH y su familia, se deben tomar en cuenta los diversos

sistemas, que se mencionan a continuacion:
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“~#* Ontosistema: en el cual el paciente con LF y/o PH y su familia deben conocer de qué se trata

(==
su enfermedad, cudl es la causa probable y las condiciones de riesgo y tratamiento. Este
conocimiento generara una mejor adherencia al tratamiento.

e Microsistema: éste se encuentra relacionado con el individuo y su dia a dia, es decir, con las
personas con quienes tiene un contacto cercano. De este entorno depende si el paciente tendra
0 no un control adecuado de la enfermedad.

e Mesosistema: evalla la interaccién del paciente con sus microsistemas; dependiendo del
microsistema puede tener menor o mayor influencia dentro del desarrollo de la vida del paciente.
Es importante en estos casos tener especial cuidado en el entorno escolar en donde asiste el
paciente, ya que por desconocimiento sus compaferos pueden llegar a herir de manera
profunda al paciente, generando un declive en su tratamiento puesto que incidira en que éste
se sienta rechazado, generando en él una cicatriz psicologica importante.

e Exosistema: se refiere a aquel entorno en el que el individuo no se encuentra de manera
constante, aunque puede influir de manera indirecta sobre él; tal es el caso del trabajo de los
padres o las amistades de éstos, ya que el rechazo a esta condicion se puede dar desde
cualquier ambito, afectando no solo al paciente sino a su familia.

e Macrosistema: referido a la sociedad que le rodea; es imperante que se tome en cuenta de
forma inclusiva esta patologia, ya que el rechazo a la misma genera que el individuo trate de

utilizar el mecanismo de aislamiento y puede deteriorar su estado de salud.

2.1.7. Malformaciones orofaciales desde el modelo biopsicosocial

Anteriormente la enfermedad se evaluaba como un hecho aislado, que no dependia de diversos factores; en la
actualidad se conoce que las enfermedades se encuentran ligadas tanto a factores fisicos como psicoldgicos,
dependiendo de la misma y en el momento de la vida en el que se presente, por lo cual este modelo confiere la
estrategia de evaluacion del individuo como un todo, y no solo como un ente enfermo. Las caracteristicas del

modelo centrado en el paciente son las siguientes (64):

e EIl médico permitira al paciente expresar sus emociones y preocupaciones. En el caso del

paciente con LF y/o PH, se toma en cuenta tanto la situacién para el niflo como para sus padres,
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€%y se propone entender que no es una condicion sencilla, ya que ameritara esfuerzos

2.1.8.

extraordinarios, pero dejando en claro que existen diversos mecanismos para poder afrontarla
de manera satisfactoria; en relacion con el nifio, cuando comienza a crecer y conoce todo su
proceso, siempre que asista a la consulta se debe abordar sobre todo las emociones que ha
sentido y como ha hecho para afrontar cada situacion; de esta forma el individuo tendra una
vision diferente respecto a su enfermedad.

El médico permite que el paciente exprese sus expectativas relacionadas con la enfermedad.
El médico dara informacién precisa y facilitard la comunicacién, por lo cual se espera que el
galeno sea capaz de informarle con datos oportunos referidos a su patologia, qué esperar en
cada etapa de la vida y como afrontar cada proceso.

Se plantea un plan de tratamiento que parte desde el inicio de la vida del paciente.

Se genera una relacién médico-paciente-familia adecuada, la cual es el punto clave para el

tratamiento del paciente y la salud mental de todos los miembros de la familia.

Principios de la medicina familiar acoplados al paciente con malformaciones orofaciales

Se han planteado 9 principios de la medicina familiar, los cuales se deben tomar en cuenta al momento de la

valoracion del paciente y su familia:

1.

El médico de familia se encontrara comprometido con la salud de su paciente y no solo lo vera
como una enfermedad, ya que en estos pacientes se deben tratar todos los aspectos
relacionados con su entorno.

El médico de familia trata de entender todo el contexto de la enfermedad, ya sea desde el punto
de vista del paciente con LF y/o PH como el de sus padres.

El médico de familia considera que todo contacto con el paciente sera un momento propicio
para la promocion en salud; en el caso de los pacientes con LF y/o PH se debe conferir una
atencion especial en promover las terapias de lenguaje, entre otros factores importantes en el
ambito de esta patologia.

El médico de familia se relaciona con diferentes poblaciones dentro de su practica diaria, y
constata que cada una puede estar sometida a algun tipo de riesgo.

El médico reconoce que forma parte de una red comunitaria de ayuda al paciente y a su entorno.
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€64 El médico deberia compartir el mismo habitat que el paciente. Este principio difiere un poco en

la actualidad en lo que se refiere al area geogréfica, pero se podria plantear como el hecho de
gue el médico sea capaz de colocarse en el lugar de los pacientes y sus familiares, que es la
manera mucho mas facil de entender cada situacion.

7. El médico de familia atender& a sus pacientes en el hogar. Este principio es muy importante en
lo que se refiere al paciente con LF y/o PH ya que el profesional podra evidenciar si éste se
encuentra recibiendo las prescripciones de tratamiento necesarias, asi como plantear las
mejoras que fueren necesarias realizar.

8. El médico de familia toma en cuenta los aspectos subjetivos de la medicina, no solo aquello que
pueda demostrar, sino todo lo que aln permanezca sin una explicacion clara.

9. El médico de familia sera un gestor de recursos. En el caso de los pacientes con LF y/o PH,
estos deben ser referidos con mdultiples especialidades médicas para poder realizar una

atencion integral.
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CAPITULO IlI

3.1 HIPOTESIS

La severidad del labio fisurado y/o paladar hendido esta asociada a la edad de los padres, educacion, historia

familiar con fisuras palatinas, controles prenatales, consumo de sustancias durante el embarazo, exposicién a

toxicos durante el embarazo, no consumo de 4cido félico y disfuncionalidad familiar.

3.2.0BJETIVOS

3.2.1.

3.2.2.

Objetivo general

Determinar los factores asociados a la severidad del labio fisurado y/o paladar hendido en los
pacientes atendidos en la Fundacion Mashna Asirinki en la ciudad de Cuenca durante el afio
2017.

Objetivos especificos

Caracterizar a los pacientes y sus familias, en funcion de la edad, sexo y diagnostico de los
pacientes, edad de los padres, educacion, historia familiar de fisuras palatinas, controles
prenatales, consumo de sustancias pre gestacionales y durante el embarazo, enfermedades
maternas y funcionalidad familiar.

Determinar la severidad del labio fisurado y/o paladar hendido en la poblacién estudiada.
Identificar la relacion entre la severidad del labio fisurado y/o paladar hendido con los factores
asociados (edad materna, edad paterna, enfermedad materna, funcionalidad familiar, historia
familiar de casos de labio fisurado y/o paladar hendido, consumo de acido folico, controles

prenatales y exposicion a téxicos (farmacos, alcohol, tabaco, agroquimicos e irradiacion).
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L CAPITULO IV

4.1 TIPO DE ESTUDIO

Se realiz6 un estudio observacional, analitico de corte transversal.

4.2. AREA DE ESTUDIO.

El presente estudio se realizo en la Fundacion Mashna Asirinki, esta es una institucion privada sin fines de lucro,
ubicada en la panamericana sur y calle Jorge Juan, sector control sur en la ciudad de Cuenca, provincia del
Azuay, teléfonos de contacto 4049091, celular 098707519. Inaugurada el 2 de enero del 2017, cuenta con
servicios de cirugias de queloplastia, palatoplastia, miringomia con colocaciéon de tubos de ventilacién,

reconstruccion nasal, cierre de fistulas residuales con colgajos y avance maxilar.

El objetivo de la fundacién es conocer datos de la severidad que les ayudara a desarrollar la propuesta
multidisciplinaria del paciente, aparte del conocimiento que aportara la investigacion para la prevencion de estas

patologias.

4.3. POBLACION DE ESTUDIO, UNIDAD DE ANALISIS Y OBSERVACION

4.3.1. Poblacion de estudio

La poblacién estudiada estuvo constituida por 106 pacientes con diagnéstico de hendiduras faciales,

gue acudieron a la Fundacién Mashna Asirinki en la ciudad de Cuenca, durante el afio 2017.
4.3.2. Unidad de analisis y observacion

e Historias clinicas de las cuales se recolectaron los hallazgos del examen fisico del paciente
para determinar el diagnostico y severidad de los casos de las hendiduras faciales.
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' Padres 0 madres de familia a los cuales se le hicieron preguntas asociadas a caracteristicas

sociodemograficas, antecedentes pregestacionales y gestacionales.

4.4. CRITERIOS DE INCLUSION Y EXCLUSION

4.4.1 Criterios de inclusiéon

e Nifios con diagnaostico de labio fisurado y/o paladar hendido no sindromicos de 0 a 5 afios, de
ambos sexos que fueron atendidos en la Fundacion Mashna Asirinki durante el afio 2017.

e Padres que aceptaran participar del estudio firmando el consentimiento informado.

4.4.2 Criterios de exclusién

e Niflos cuyos padres tuvieran algun tipo de discapacidad mental que les impidiera responder a
las preguntas del cuestionario

¢ Niflos con labio fisurado, labio y paladar hendido y paladar hendido sindrémico.
4.5 VARIABLES (OPERACIONALIZACION DE VARIABLES, VER ANEXO 1)
Variables dependientes: severidad de labio fisurado y/o paladar hendido.

Variables independientes: historia familiar de casos de labio fisurado y/o paladar hendido, no consumo de

acido fdlico, exposicion a toxicos (farmacos, alcohol, tabaco, agroquimicos e irradiacion).

Variables de control: edad materna, edad paterna, enfermedad materna, funcionalidad familiar, control

prenatal, educacion materna y paterna.
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4 66PROCEDIMIENTOS E INSTRUMENTOS PARA LA RECOLECCION DE DATOS

e Se conto con la aprobacion del comité de ética de la Universidad de Cuenca

e Permisos de la direccién de la Fundacion Mashna Asirinki para la recoleccion de los datos y
entrevistas a los familiares de los pacientes.

e Recoleccion de los datos a través de observacion directa de las historias clinicas.

e Realizacién de entrevista directa a los padres de los infantes que cumplieran con los criterios
de inclusién; en primer lugar, se les explicé el estudio y posterior a verificar la comprension del
mismo, firmaron el consentimiento informado y se prosiguié a realizar las preguntas
correspondientes.

e Se les dio asesoria personalizada a los padres con respecto a la patologia y se les oriento en
base a los factores de riesgo para futuros embarazos.

e Tabulacion de los datos en el programa estadistico SPSS en su version 15, utilizdndose
estadisticos univariantes para la evaluacion de los datos (chi?, test de Fisher y OR e IC del
95%).

e Se discutieron los resultados con el comité de evaluacion.

e Se estructuro el informe final para presentacion ante el jurado evaluador.

Dentro de la metodologia propuesta para la recoleccién de datos, se realizaron visitas programadas a la
Fundacion Mashna Asirinki para la entrevista de los padres de los infantes seleccionados; la técnica es la
encuesta estructurada (anexo 2), revisidn de la historia clinica de la institucion y el formulario FF-SIL
desarrollado y validado para evaluar la funcionalidad familiar (anexo 3). Los registros fueron auditados por el
director de tesis; para la validacion del presente formulario se realiz6 la encuesta a 20 representantes diferentes
a los encuestados para el estudio, posteriormente se analizé mediante la prueba de fiabilidad del Alfa de

Cronbach, el cual dio como resultado una alfa de 0,76.

4.7 PLAN DE ANALISIS

Se realizé un analisis de tipo cuantitativo, las variables dependientes e independientes se expresan en
recuentos y frecuencias relativas en tablas. El analisis de asociacion se realizd6 mediante la prueba de Chi
cuadrado para determinar la asociacion y diferencia entre grupos se consideré una diferencia estadistica

significativa cuando la p fue menor de 0,05; de igual manera se calcul6 el Odds Ratio con un IC del 95%, lo que
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permitio determinar los factores de riesgo asociados a la categoria de mayor severidad del LF y/o PH. El analisis

se realizé mediante la utilizacion del SPSS en su version 15, a través de una licencia provisional.

4.8 ASPECTOS ETICOS

El proyecto fue evaluado y aprobado por el comité de bioética de la Universidad de Cuenca, luego se procedié
con los permisos respectivos y el contacto con los participantes, se procedié segun la declaracion de Helsinki y
se aplicé el consentimiento informado a los padres de los pacientes y se les pregunt6 a los nifios mayores de 4
afos si querian participar de la actividad. Se firmé el consentimiento informado luego de la explicacion y

verificacién de su comprension.

Los participantes fueron informados de los objetivos, beneficios, riesgos e incomodidades del estudio, siempre
respetando su principio de autonomia; para guardar su anonimato se registraron lo cuestionarios con el nUmero
de la historia clinica. Se tomé en cuenta que esta es una poblacién vulnerable, por lo cual se manejé un lenguaje

apropiado, con la finalidad de no incomodar al paciente o al familiar bajo ninguna circunstancia.

Dentro de los beneficios ofrecidos en el presente andlisis para los padres de los infantes estudiados, se expone
gue se les educé en base a los factores de riesgo asociados a las anomalias orofaciales, para que se pudieran
tomar en cuenta en futuros embarazos y planificacién familiar, del mismo modo se les explicod que estos factores
pueden ser modificados con la finalidad de disminuir el riesgo de presentar nuevamente un caso de fisuras

orofaciales.

La autora del presente estudio declara que no existen conflictos de intereses entre la autora y la fundacion.
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L CAPITULO V

5.1. RESULTADOS
Tabla 1. Caracterizacion de los pacientes segun sexo, grupo etario y diagnostico que acudieron a la Fundacién

Mashna Asirinki en Cuenca durante el afio 2017.

(n=106) %
Sexo
Femenino 51 48,1
Masculino 55 51,9
Edad del nifio
Lactante menor 21 19,8
Lactante mayor 26 245
Prescolar 59 55,7
Diagndstico
LPH unilateral 44 41,5
LPH bilateral 35 33,0
PH unilateral 3 2,8
PH bilateral 15 14,2
LF unilateral 1 0,9
LF bilateral 8 7,5

LPH: labio fisurado y paladar hendido, LF: labio fisurado, PH: paladar hendido
Fuente: Instrumento de recoleccion de datos.
Elaborado por: Alexandra Gémez Piedras.

En la Tabla 1. El sexo predominante del grupo de estudio fue el masculino representando un poco mas de la
mitad de la poblacion estudiada, mientras el grupo etario predominante fue el de los preescolares; con respecto

al diagndstico se observé que el més frecuente fue el de labio y paladar hendido unilateral.

Tabla 2. Caracteristicas sociodemograficas de los padres y factores asociados. Fundacion Mashna Asirinki en

Cuenca durante el afio de 2017.
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(n=106) %
Edad paterna por rangos
<20-34 59 55,7
35-49 45 42,5
50-64 2 1,9
Edad materna por rangos
<20-34 80 75,5
35-49 26 24,5
50-64 0 0,0
Procedencia
Rural 29 27,4
Urbano 77 72,6
Educacién paterna
Analfabeto-Primaria 41 38,7
Secundaria-Superior 65 61,3
Educacién materna
Analfabeto-Primaria 38 35,8
Secundaria-Superior 68 64,2
Historia familiar paterna
Si 21 19,8
No 85 80,2
Historia familiar materna
Si 17 16,0
No 89 84,0
Control prenatal
Inadecuado 29 27,4
Adecuado 77 72,6
Toxicos pre gestacionales*
Si 26 24,5
No 80 75,5
Toxicos gestacionales*
Si 18 17,0
No 88 83,0
Consumo d acido félico pre gestacional
No 96 90,6
Si 10 9,4
Consumo de &cido félico gestacional
No 57 53,8
Si 49 46,2
Enfermedad materna
Si 10 9,4
No 96 90,6
Funcionalidad familiar
Disfuncional 20 18,9
Disfuncional moderada 55 51,9
Funcional 31 29,2

Fuente: Instrumento de recoleccién de datos.
Elaborado por: Alexandra Gémez Piedras.
Téxicos: (farmacos: &cido valproico, cabergolina, infliximab; alcohol, tabaco, agroquimicos e irradiacion)

En la tabla 2 se observaron las caracteristicas generales de las familias de los pacientes con diagnostico de
malformacién orofacial, evidenciandose que el grupo etario paterno predominante fue el de menores de 34 afios

siendo mas de la mitad de los encuestados; el grupo etario materno predominante estuvo dentro de este mismo
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Segun la procedencia de los padres, el mayor porcentaje provino del area urbana; en el comportamiento
observado para la educacién predominé la secundaria-superior; en referencia al antecedente de
malformaciones orofaciales en la familia se observé que al menos un tercio de los casos tuvo este tipo de
antecedente; un importante porcentaje de las madres no recibié control prenatal adecuado; con respecto al uso
de toxicos pre gestacionales casi el 25% de las madres tuvo contacto con ellos, disminuyendo levemente la
exposicion durante la gestacion.

Al estudiarse el consumo de acido félico, se observé que mas del 90% de las madres no consumieron acido
folico pre gestacional; durante la gestacion el 46.2% de madres lo consumieron; una décima parte de los casos
present6 antecedente de enfermedad materna, y finalmente predominé la disfuncionalidad familiar moderada
afectando al 52% de los casos.

Tabla 3. Diagnostico segun severidad del trastorno de los pacientes que acudieron a la Fundacion Mashna
Asirinki en Cuenca durante el afio de 2017.

Severidad
Leve Moderada Grave

Diagnostico (n=9) 8,5% (n=66) 62,3% (n=31) 29,2%

n % n % n %
LPH unilateral 2 22,2 25 37,9 17 54,8
LPH bilateral 3 33,3 24 36,4 8 25,8
PH unilateral 0 0,0 3 4,5 0 0,0
PH bilateral 2 22,2 8 12,1 5 16,1
LF unilateral 0 0,0 1 1,5 0 0,0
LF bilateral 2 22,2 5 7,6 1 3,2

LPH: labio fisurado y paladar hendido, LF: labio fisurado, PH: paladar hendido
Fuente: Instrumento de recoleccion de datos.
Elaborado por: Alexandra Gémez Piedras.

En la tabla 3 se observa que segun la severidad de los casos de malformaciones orofaciales presentadas, el

mayor porcentaje se ubico en la categoria de severidad moderada representando el 62,3%; de igual manera,
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los glidgndsticos mas frecuentes fueron el de LPH unilateral y bilateral. En los casos graves, el diagnéstico mas

prevalente fue el LPH unilateral.

Tabla 4. Caracteristicas sociodemogréficas y factores asociados segun severidad de la patologia. Fundacion

Mashna Asirinki en Cuenca durante el afio de 2017.

Severidad Total
Leve Moderada- (n=106)
(n=9) grave
(n=97)
n % n % n % Chi? (p) OR (IC 95%)

Edad paterna extrema
<20 - >40 1 11,1 12 12,4 13 12,3 0,012 (0,912) 1,12 (0,12-9,84)

20-40 8 88,9 85 87,6 93 87,7
Edad materna extrema
<20->35 3 33,3 30 30,9 33 31,1 0,022 (0,881) 0,89 (0,20-3,8)

20-35 6 66,7 67 69,1 73 68,9
Procedencia
Rural 4 44,4 25 25,8 29 27,4 1,455 (0,229) 0,43 (0,10-1,74)
Urbano 5 55,6 72 74,2 77 72,6
Educacion paterna
Analfabeto-Primaria 5 55,6 36 37,1 41 38,7 1,181 (0,277) 0,47 (0,11-1,87)
Secundaria-Superior 4 44,4 61 62,9 65 61,3
Educacion materna
Analfabeto-Primaria 5 55,6 33 34,0 38 35,8 1,661 (0,197) 0,41 (0,10-1,64)
Secundaria-Superior 4 44,4 64 66,0 68 64,2
Historia familiar paterna
Si 3 33,3 18 18,6 21 19,8 1,132 (0,287) 0.45 (0,10-1,99)
No 6 66,7 79 81,4 85 80,2
Historia familiar materna
Si 2 22,2 15 15,5 17 16,0 0,279 (0,702) 0,64 (0,12-3,38)
No 7 77,8 82 84,5 89 84,0
Control prenatal

Inadecuado 1 11,1 28 28,9 29 27,4 1,306 (0,253) 3,24 (0,38-27,17)
Adecuado 8 88,9 69 71,1 77 72,6
Téxicos pre
gestacionales
Si 1 111 25 25,8 26 24,5 0,956 (0,328) 2,77 (0,33-23,3)
No 8 88,9 72 74,2 80 75,5
Téxicos gestacionales
Si 1 111 17 17,5 18 17,0 0,240 (0,624) 1,70 (0,19-14,50)
No 8 88,9 80 82,5 88 83,0
Consumo pre
gestacional de acido
folico

No 6 66,7 90 92,8 96 90,6 6,57 (0,038)* 6,42 (1,31-31,36)
Si 3 33,3 7 7.2 10 9.4
Consumo gestacional de
acido félico

No 5 55,6 52 53,6 57 53,8 0,013 (0,911) 0,92 (0,23-3,65)
Si 4 44,4 45 46,4 49 46,2

Enfermedad materna
Si 1 111 9 9,3 10 9,4 0,032 (0,857) 0,81 (0,09-7,30)
No 8 88,9 88 90,7 96 90,6

Funcionalidad familiar

Disfuncionalidad 7 77,8 68 70,1 75 70,8 0,75 (0,784) 0,67 (0,13-3,42)
Funcionalidad 2 22,2 29 29,9 31 29,2

Fuente: Instrumento de recoleccién de datos.

Elaborado por: Alexandra Gémez Piedras.

*Andlisis test exacto de Fisher

Toéxicos: (farmacos: &cido valproico, cabergolina, infliximab; alcohol, tabaco, agroquimicos e irradiacion)
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Brnatabla 4 se expone el cruce de variables entre los factores asociados y la severidad de la patologia orofacial,

evidenciandose que la edad paterna y materna extrema se encontraron en mayor proporcion en la categoria
moderada-grave; la procedencia urbana prevalecié en la categoria de moderada grave. En referencia a la
educacion de los padres, predominé la educacion secundaria- superior en los casos moderados — graves; se

observé que 33 casos moderados- graves tuvieron un antecedente familiar de malformacién oro facial.

Se observé que el control prenatal inadecuado fue mayor en los casos mas severos de esta patologia; la
exposicion a téxicos tanto pre gestacionales como gestacionales se relacionaron con los casos de severidad

moderada - grave en 25y 17 respectivamente.

El no consumo de &cido félico en la etapa pre gestacional se presenté en la poblacion estudiada como un factor
de riesgo para presentar malformacion orofacial de severidad moderada-grave, aumentando hasta 6 veces el
riesgo de padecerla; este comportamiento se mantiene ligeramente en la etapa gestacional, en la que en esta
categoria de severidad se observd un porcentaje alto de no consumo de &cido félico; con respecto a la
enfermedad materna, 9 casos presentaron severidad moderada — grave mientras que uno fue leve. La

disfuncionalidad fue mayor en las familias con nifios con patologia orofacial moderada - grave.
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6.1 DISCUSION

En el presente estudio se analizaron los principales factores de riesgo asociados a la presencia de
malformaciones orofaciales, que refiere la literatura, dentro de los que se encuentra: edad de los padres,
educacion de los padres, procedencia, historia familiar de malformaciones orofaciales, control prenatal, téxicos
y exposiciones pregestacionales, toxicos y exposiciones gestacionales, consumo de acido félico pre y
gestacional, enfermedad materna y funcionalidad familiar, realizandose un analisis con la finalidad de determinar

la asociacion entre estas variables y el nivel de severidad de las malformaciones.

Con respecto a las caracteristicas sociodemograficas se observd que la mayor proporcion de los infantes
evaluados representaron al sexo masculino con el 51,9%, este hallazgo se corresponde con lo reportado a nivel
mundial, como lo es en el caso del estudio de Figueiredo, en el cual se evidencié que de aquellos nifios que
fueron evaluados con ambos padres el 61,3% fueron varones y aquellos que acudieron solo con las madres
representaron al 55,7% (38), del mismo modo evidenciado en un estudio realizado en México por Navarrete, en
el cual se evaluaron los recién nacidos con malformaciones orofaciales desde el afio 2008 al 2014 observandose

gue en todos los afios las cifras fueron mayores en el sexo masculino (65).

Segun el diagnostico, el méas frecuente fue el de LPH unilateral afectando a mas del 40% de los infantes, siendo
este hallazgo caracteristico en diferentes estudios reportados, como lo exponen Taiwo et al. en un analisis
realizado para determinar la satisfaccion de los pacientes posterior a la cirugia de reparaciéon en donde el 62,8%
present6 una patologia unilateral (66); con respecto a la severidad, predominé la categoria de moderada con
mas del 60% de los pacientes; este hallazgo es similar al expuesto en el estudio realizado por Sivertsen et al.
gue tenia como objetivo exponer si la severidad del antecedente familiar del nifio aumentaba la recurrencia de

tener malformaciones orofaciales, siendo la categoria de moderada la mayormente reportada (67).

En los nifios con severidad moderada-grave se presentd una importante proporcion de casos con edad paterna
y materna extrema siendo esta mayor con respecto a los casos leves; este hecho como se ha mencionado
previamente sigue siendo controversial, sin embargo, este comportamiento también se observé en un estudio
realizado por Olufunmilayo et al. que expuso que en la edad menor a 25 afios y mayor de 40 afios predominaron

los casos de malformaciones orofaciales en comparacion a los nacimientos sin estas patologias (56).
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Las posibles explicaciones de estos hallazgos pueden estar relacionadas con cambios acumulativos en los
gametos a lo largo de la vida para aquellos mayores de 40 afios y la inmadurez para los menores de 20; de
igual manera, en aquellos mayores de 40 afios se presentan en mayor proporcién enfermedades y uso de

medicamentos para su tratamiento, lo que podria influir de forma negativa en la formacién fetal (68).

En el 92.8% de los casos que presentaron una patologia moderada-grave no consumieron &cido félico pre
gestacional y el 53.6% tampoco consumié durante la gestacion; este ha sido uno de los factores mayormente
estudiados en su papel de riesgo para malformaciones orofaciales, concordando con el estudio de Kelly et al.
en el que se expuso que las madres que no tomaron acido félico durante el embarazo tuvieron 4 veces més
riesgo de padecer LF (36); en el presente analisis se observé que el no consumirlo durante el periodo pre
gestacional aumento 6 veces el riesgo de padecer casos mas severos de la patologia orofacial OR=6,42 (IC
95%=1,31-31,36).

Resaltando que el acido félico tiene una estrecha relacion con el neuro desarrollo, es recomendado su uso
primordialmente de forma pre gestacional y entre las semanas 4 y 12 de la gestacion, coincidiendo con Angulo-
Castro et al. en el Maternal Risk Factors Associated with the Development of Cleft Lip and Cleft Palate, en el
cual el 62,5% de las madres de nifios con LF y/o PH no habian consumido acido félico en contraste a un 16,67%

de aquellos que no presentaron dicha patologia (69).

Las madres que tuvieron un control prenatal inadecuado, fueron las que se encontraron en mayor proporcion
en la categoria de los casos mas severos; este hallazgo puede ser explicado siguiendo el comportamiento
observado en el no consumo de 4cido folico, ya que al no tener un control adecuado, no tendran el consumo
oportuno de micronutrientes necesarios para el mantenimiento y desarrollo fetal; el control prenatal se ha
asociado en la actualidad con un mejor pronéstico de los casos durante el tratamiento y mayor satisfaccion
materna; en el estudio de Olufunmilayo realizado en Nigeria, se evidencié al no control prenatal como un factor
de riesgo para el desarrollo de LF y/o PH OR 4,2 IC del 95% 1,97-9,9 (56).

Con respecto a la enfermedad materna, esta se presenté en 10 casos, 9 de ellos de severidad moderada-grave

y leve; dentro de las patologias se presentaron la diabetes, prolactinoma, artritis reumatoide, leucemia mieloide
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aguda y epilepsia; con respecto a los medicamentos se observé el consumo de &cido valproico, cabergolina e

infliximab. El &cido valproico se ha reconocido como factor de riesgo para el PH, como se expone en una revision

realizada en Colombia, en la cual mencionan dicha asociacion (70).

Los toxicos pre gestacionales y gestacionales se encontraron mayormente en los casos mas severos de la
patologia, el uso del alcohol fue un elemento que se estudié dentro de los téxicos; este ha sido uno de los
factores que mayormente se han reportado como factor de riesgo para malformaciones orofaciales, tal como se
expreso en el reporte de DeRaoo et al. en el cual se evidenci6é que las madres que ingerian mas de 5 bebidas
tenian méas probabilidades de dar a luz recién nacidos con LF aislado; no obstante este comportamiento no se
observo con los otros tipos de hendiduras (43); el presente estudio contrasta con el realizado por Olufunmilayo

et al. ya que no se observé la relacion entre el consumo de alcohol y las malformaciones orofaciales (56).

Del mismo modo también se incluyeron casos de exposicion al tabaco; se debe destacar que este se ha
asociado a lo largo de diferentes analisis con un mayor riesgo de LF y/o PH tal como se muestra en el estudio
de Angulo-Castro et al. en el que de aquellos que presentaron dicha anomalia, el 45,83% provenia de una
madre fumadora (69), similar a lo observado en el analisis de Martelli et al. donde la presencia del antecedente
de tabaquismo aumenté 2 veces el riesgo de desarrollar LF y/o PH OR 2,08 (IC del 95% 1,58-2,75) (71).

Ademas, se incluyeron dentro de los casos la exposicion a agroquimicos; este tipo de productos han sido
estrechamente relacionados con malformaciones orofaciales; vale la pena mencionar que hay una relacion
positiva entre los plaguicidas y el LF y/o PH. Ademas, et al. informaron que el uso de fertilizantes quimicos y
pesticidas en la agricultura puede ser un factor predisponente para la incidencia de fisuras orofaciales (72),
similar a lo expuesto en el estudio de Figueiredo et al. en el que se expres6 que los agroquimicos se asociaron

al grupo de los enfermos con respecto al grupo control no enfermo p<0,05 (38).

Las mujeres en edad fértil en Ecuador estan potencialmente expuestas a altos riesgos teratogénicos, agentes

infecciosos, compuestos quimicos ambientales, radiacion, drogas y enfermedades metabélicas maternas (73).
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FRinalmente, con respecto al antecedente de irradiacion, los hallazgos en la literatura han sido controversiales;

en estudios se ha exhibido dicho antecedente; a pesar de haberse descrito la posible relacién entre las
malformaciones y la exposicion a irradiaciones (52), dos de los estudios mas actuales descritos por Tang (75).

y Koya et al. (76) no han reportado un comportamiento estadistico de asociacion.

Como uno de los factores intervinientes se encuentra la funcionalidad familiar, se denota que en los casos de
severidad moderada-grave, la mayor proporcion fueron familias disfuncionales; una de las teorias que se
plantea es que son nifios que al momento del diagnéstico deben ser valorados de manera multidisciplinaria y
con apoyo psicolégico a la familia pudieran adaptarse adecuadamente a la crisis no normativa y generar
resiliencia, lo que influird de forma positiva en el tratamiento y evolucion del paciente en su entorno familiar y
social; en un estudio realizado por Filgueira et al. se demostré que la calidad de vida del nifio depende de la

funcionalidad de la familia (77).

En la actualidad no se han realizado investigaciones comparando la severidad del cuadro clinico con los factores
de riesgo asociados a las fisuras palatinas, por lo que resulta importante recabar estos datos en poblaciones

mas grandes para discriminar esta asociacion.
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CAPITULO VII

7.1 CONCLUSIONES

Se concluye con que:

El labio fisurado y / o paladar hendido fue mas frecuente en varones con el 51,9% de los casos,
siendo el diagnostico mas frecuente el de labio fisurado y / o paladar hendido unilateral con el
41,5%.

Segun la caracterizacion de las familias en estudio, se observo que predominaron: el grupo
etario paterno entre menores de 20 a 34 afios con un 55,7%, y materno de 75,5%; los demas
corresponden a progenitores con edades extremas; la educacion de los padres corresponde a
secundaria y superior en mas del 60%; la procedencia fue en un 72.6%, urbana; del total de
casos estudiados el 19,8% de los padres y el 16% de las madres presentaron el antecedente
de historia familiar de malformaciones orofaciales. El 27,4% de los casos no tuvieron controles
adecuados durante la gestacion; 24,5% estuvo expuesto a algun toxico pre gestacional y el 17%
a alguno gestacional. El 90,6% no consumio acido folico pre gestacional y el 53,8% no consumio
acido folico gestacional; se identific6 en 9,4% casos enfermedad materna; y 70,8% fueron
familias disfuncionales.

El factor que se encontré asociado a la categoria de severidad moderada-severa fue el no
consumo de acido folico pre gestacional, ademas se observéd que la edad paterna y materna
extrema, exposicion a toxicos y el control inadecuado prenatal fueron mayores en los casos de
severidad moderada-grave.

Con lo antes expuesto la hipotesis planteada que, la severidad del labio fisurado y/o paladar
hendido esta asociada a la edad de los padres, educacién, historia familiar con fisuras palatinas,
controles prenatales, consumo de sustancias durante el embarazo, exposicion a toxicos durante
el embarazo, no consumo de acido folico y disfuncionalidad familiar, se corrobora parcialmente,
debido a que no todos los factores antes mencionados fueron considerados relevantes en este
grupo de estudio, sin embargo se destaca la asociacion estadistica entre el no consumo de

acido folico y mayor severidad de los casos.
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7.2 RECOMENDACIONES

e Tomar en cuenta los factores que se han expuesto en este andlisis, los que se han demostrado
dentro de la bibliografia que son de riesgo para el desarrollo de malformaciones orofaciales no
sindrémicas.

e Capacitar a la poblacion en los factores de riesgo relacionados a la presentacion de
malformaciones orofaciales.

e Educar a la comunidad en la importancia del consumo pre gestacional y gestacional de acido
folico.

e Capacitar a los progenitores en el manejo adecuado de agroquimicos y las consecuencias de
Su exposicion.

e Mantener controles gestacionales adecuados, sobre todo en los progenitores portadores de
enfermedades que demandan consumo de farmacos considerados teratogénicos.

e Trabajar en la funcionalidad familiar con el objetivo de mantener un embarazo saludable, y en
caso de tener niflos con patologia orofacial, que la familia sirva de apoyo y acompafiamiento al
infante en el tratamiento.

e Se recomienda de igual manera la realizacion de un trabajo con caracteristicas similares a las

estudiadas en esta poblacion, tomando en cuenta un nimero muestral mayor.
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CAPITULO IX
9.1 ANEXOS

ANEXO N° 1. OPERACIONALIZACION DE LAS VARIABLES

DEPENDIENTES

-SEVERIDAD DE LABIO Y/0
PALADAR HENDIDO

KINDEPENDIENTES \
-INGESTA DE SUSTANCIAS
TOXICAS

-HISTORIA FAMILIAR CON
FISURAS

PALATINAS

NO CONSUMO DE ACIDO
FOLICO PRE GESTACIONAL

\/GESTACIONAL J

INTERVINIENTES

-EDAD DE LOS PADRES

-EDUCACION DE LOS PADRES
-PROCEDENCIA

-NUMERO DE CONTROLES PRENATALES
-DISFUNCIONALIDAD FAMILIAR

VARIABLES DEFINICION DIMENSION INDICADOR ESCALA

Sexo del paciente | Caracteristicas Fenotipo Caracteres Nominal
sexuales secundarios
externas  que sexuales
identifican a Hombre

una persona

Mujer
como hombre o J

mujer
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Edad del paciente | Tiempo

Edad de los

padres

Diagnostico

transcurrido
desde el
nacimiento
hasta la

actualidad de

una persona

Tiempo
transcurrido
desde el
nacimiento
hasta la

actualidad de

una persona

Clasificacion

embrioldgica

Dayanara Alexandra Gomez Piedras

Bioldgica

Bioldgica
Madre

Padre

Bioldgica

Célculo de
afios
cumplidos en
el momento

de la encuesta

Célculo de
afos
cumplidos en
el momento
de la

procreacion

Clasificacion

embriol6gica

Numérica

0-1 lactante
menor
1-2 lactante

mayor
2-5 preescolar

Numérica

14-16
adolescente
medio

17-19
adolescente
tardio

20-34 adulto
joven

35-49 adulto
medio

50-64 adulto
maduro

Nominal

Fisura labial
Fisura palatina

Fisura labial vy

palatina
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Severidad

Zona de

residencia

Educacion

Controles

prenatales

Grado de
compromiso de

la fisura

Lugar en donde
se encuentra
ubicado el
domicilio donde
habita una
persona o
grupo de

personas

Curso en el
que el
estudiante esta
en un sistema
de educacion
formal y

reconocido por

el sistema de
educacion del

pais

Controles
médicos
durante la

gestacion

Biologica

Sector — zona

Educativa

Nueva
clasificacion
de severidad
de fisuras
labio palatinas
del Programa
Outreach
Surgical
Center Lima —

Pert

Domicilio
habitual

Respuesta del
grado escolar
registrada en

el formulario

Respuesta al
numero de
controles

ideales por

Nominal

Leve
Moderada

Grave

Nominal

Urbano
Urbano marginal

Rural

Ordinal

Analfabeto
Primaria
Bachiller

Superior

Nominal
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Exposicion a

toxicos

Consumo acido
folico pre
gestacional -

primer trimestre

Antecedente
familiar de fisura

labio — palatina

Ingesta o
exposicion a
sustancias

antes y/o en el

primer trimestre

del embarazo

Consumo de

acido fdlico pre

gestaciony /o
en el primer
trimestre del

embarazo

Historia familiar

de
malformacion
de labioy /o0
paladar
hendido
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Bioldgico

Biologico

Biologico

MSP
realizados
durante la

gestacion

Ingesta o
exposicion a

sustancias

Consumo

Presencia de
la
malformacién
hasta la
tercera

generacion

Ninguno

Insuficiente

menos 3
Adecuados 5
Mas de 5

Nominal

Alcohol
Tabaco
Farmacos
Drogas
Agroquimicos
Radiaciones

Nominal

Si

no

Nominal

SI-NO-1

generacion
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SI-NO-2
generacion
SI-NO-3
generacion
Funcionalidad Conjunto de De 70 - 57 | Ordinal
familiar relaciones - _ puntos - _
] Familia funcional Familia funcional
interpersonales
en el interior de De 56 — 43
cada familia Yy puntos
Familia Familia
que le dan
: . moderadamente moderadamente
identidad
. funcional funcional
propia
De 42 - 28
. puntos
Familia
disfuncional .
Familia
Familia De 27 - 14 disfuncional
severamente puntos
disfuncional
Familia
severamente
disfuncional

Dayanara Alexandra Gomez Piedras
Pagina 61



-
éE Universidad de Cuenca
o ANEXO N° 2. FORMULARIO
Factores asociados a la severidad del labio y paladar hendido. Fundacién Mashna Asirinki, Cuenca, 2017

Fecha:
Cadigo:
Edad:
Sexo: 1. Femenino ___ 2. Masculino_____
Dx:
Severidad: 1l.Leve 2. Moderada 3. Severa
Padres
Procedencia: 1. Rural 2. Urbano-marginal 3. Urbana
Edad cuando procrearon: madre padre
Educacion: madre: 1.Analfabeto padre: 1.Analfabeto
2. Primaria 2.Primaria
3. Bachiller 3.Bachiller
4. Superior 4.Superior
Historia familiar:
Madre 1.Generacion Padre 1.Generacion
2. Generacion 2.Generacion
3. Generacion 3. Generacion
4. Ninguno 4. Ninguno
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Gomtréles prenatales

1. Ninguno_____

2. De 1 a 3 controles

3. De 4 a 5 controles

4. Mas de 5 controles_

Consumo de sustancias:

¢ Pre gestacional Primer trimestre Cuél?
e Alcohol 1.Si 2.No 1.Si_ 2.No
e Tabaco 1.Si 2.No 1.Si_ 2.No
e Farmacos 1.Si 2.No 1.Si_ 2.No
e Drogas ilicitas 1.Si 2.No 1.Si_ 2.No
e Agroquimicos 1.Si 2.No 1.Si 2.No
e lIrradiacion  1.Si 2.No 1.Si 2.No

*Consumo de Acido Félico:

Pre gestacional Primer trimestre cantidad
1.Si 2.No Primermes  1.Si 2.No
Segundo mes 1. Si 2.No
Tercermes  1.Si 2.No

Dayanara Alexandra Gomez Piedras
Pagina 63



i Universidad de Cuenca
T ANEXO N° 3. FORMULARIO FF-SIL (evaluacién del funcionamiento familiar)

Margue con una (X) segun la frecuencia con la que presentan las siguientes situaciones.

RESPUESTAS
PREGUNTAS Casi Pocas Muchas Casi
A veces )
nunca veces veces siempre

Se toman decisiones entre todos para cosas
importantes de la familia.

En mi casa predomina la armonia.

En mi familia cada uno cumple sus

responsabilidades.

Las manifestaciones de carifio forman parte de

nuestra vida cotidiana.

Nos expresamos sin insinuaciones, de forma

claray directa.

Podemos aceptar los defectos de los demas y
sobrellevarlos.

Tomamos en consideracion las experiencias de
otras familias ante situaciones diferentes.

Cuando alguien de la familia tiene un problema

los demas ayudan.

Se distribuyen las tareas de forma que nadie

esté sobrecargado

Las costumbres familiares pueden modificarse

ante determinadas situaciones.

Podemos conversar diversos temas sin temor.

Ante una situaciéon familiar dificil, somos

capaces de buscar ayuda en otras personas.

Los intereses y necesidades de cada cual son
respetados por el nicleo familiar.

Nos demostramos el carifio que nos tenemos.
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et ANEXO N° 4. CONSENTIMIENTO INFORMADO

UNIVERSIDAD DE CUENCA
FACULTAD DE CIENCIAS MEDICAS
POSTGRADO DE MEDICINA FAMILIAR Y COMUNITARIA

Factores asociados a la severidad del labio y paladar hendido. Fundacién Mashna Asirinki, Cuenca, 2017

Yo, Dayanara Alexandra Gémez Piedras, estudiante del Postgrado de Medicina Familiar y Comunitaria solicito
su participacion en la realizacién del presente estudio. Para cualquier consulta correspondiente al estudio puede

comunicarse al 0999052233 o al correo electréonico dra.alexandragomezp@hotmail.com. Acta del comité de

bioética de la Universidad de Cuenca: 433PG.

Introduccién: el labio y/o paladar hendido es un problema de salud, actualmente ocupa el noveno lugar entre
las diez malformaciones congénitas mas frecuentes, estd acompafiada de alteraciones organicas, afectivas y

sociales.

Su origen es multifactorial, debido a factores genéticos en un 20 a 30% y exdgenos como la radiacién, consumo
de farmacos, tabaquismo, alcoholismo, edad de la madre en un 70 a 80%. Estos ultimos son de especial

importancia en la prevencion.

Usted ha sido invitado a participar en una investigacion sobre los factores asociados a la severidad del labio y/o
paladar hendido en los pacientes de la Fundacion Mashna Asirinki en la ciudad de Cuenca en el 2017, porque
usted tiene una familia con un miembro que presenten labio y/o paladar hendido de 0 a 9 afios y de cualquier
sexo, con el objetivo de determinar los factores asociados a la severidad del labio y/o paladar hendido en la

Fundacién Mashna Asirinki, Cuenca, 2017.

El estudio se realizara con 106 familias que tengan hijos/as con labio y/o paladar hendido que asistan a la
Fundacion Mashna Asirinki durante el 2017, donde se recolectaran los datos mediante revision de fichas
médicas, cuestionario y formulario FF-SIL; los dos cuestionarios seran llenados luego de entenderlos y

comprenderlos en un tiempo maximo de una hora. La participacion en el estudio constituye un riesgo minimo.

El paciente continuara gozando de los beneficios que le otorga la fundacién y en ninglin momento recibira
retribucion econdmica, el beneficio sera social, el estudio brindar4 datos epidemiolégicos que demuestren los
factores asociados a la severidad de personas que presentan labio y/o paladar hendido en la ciudad de Cuenca,
ya que no se han encontrado datos epidemioldgicos para esta, ademas de lograr una vision de nuestra realidad

de los riesgos ambientales modificables sobre estas patologias.
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Rafa Aosotros es muy importante mantener su privacidad, por lo cual aplicaremos las medidas necesarias para

gue nadie conozca su identidad ni tenga acceso a sus datos personales. Para garantizar el anonimato de los
participantes se codificard cada uno con un denominador numeérico que serda identificado en un archivo aparte,

para lograr, en caso de ser requerido, la validacion de alguna informacion.

Los participantes sabran claramente que la participacidén es voluntaria y en cualquier momento podran tomar la
decisién de abandonar el estudio sin ningln tipo de presién. Ademas, en ningln caso deberan pagar ni

obtendran remuneracion econémica ni de cualquier tipo por su participacion.

El investigador, que realiza todos los procesos relacionados con el estudio, esta disponible para resolver toda
clase de situaciones relacionadas con el estudio en el teléfono 0999052233 o al correo electronico

dra.alexandragomezp@hotmail.com. Comunicarse con la Dra. Alexandra Gomez.

Comprendo mi participacion en este estudio. Me han explicado los riesgos y beneficios de participar en un
lenguaje claro y sencillo. Todas mis preguntas fueron contestadas. Me permitieron contar con tiempo suficiente
para tomar la decision de participar y me entregaron una copia de este formulario de consentimiento informado.

Acepto voluntariamente participar en esta investigacion.

Firma del representante:

Firma del investigador:

Cuenca,

FECHA:

NOMBRE:

HCL:

Dayanara Alexandra Gomez Piedras
Pagina 66



=

-
éE Universidad de Cuenca
==

ANEXO N° 5. CLASIFICACION DE SEVERIDAD DE LAS FISURAS LABIOPALATINAS UNILATERALES

Programa Outreach Surgical center — Lima, Pera

Tipo

Nariz

Paladar primario

Labio

e A leve

Deformidad leve

Menor de 5mm

Al. Rotacion del
arco de Cupido
menor de 30°

A2. Rotacion del
arco de Cupido

mayor de 30°

e B.
Moderado

Deformidad

moderada

Entre 5 a 15mm

B1. Rotacion del
arco de Cupido
menor de 30°
B2 Rotacion del
arco de Cupido
mayor de 30°

e C. Grave

Deformidad

Severa

Mayor de 15mm

C1l. Rotacion del
Arco de Cupido
menor de 30°
C2. Rotacion del
Arco de Cupido
mayor de 30°
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ANEXO N° 6. CLASIFICACION DE SEVERIDAD DE LAS FISURAS LABIOPALATINAS BILATERALES

Programa Outreach Surgical center — Lima, Pera

Tipo

Nariz

Fisura

Labio

e A. Leve

Columela 1/3 a
2/3 de la altura

Fisura menor de

5mm

Prolabio 2/3 o

mas de la altura

nasal del  segmentos
lateral
e B. Moderado | Columela hasta | Entre 5a 15 mm | Prolabio 1/3 a 2/3

1/3 de la altura

nasal

de la altura del

segmento lateral

e C. Grave

Columela nasal

casi inexistente

Mayor de 15 mm

1/3 o

menos de la

Prolabio

altura del
segmento lateral
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