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Senso de coeréncia materno e alteracfes dentarias de pacientes com osteogénese
imperfeita: um estudo pareado

RESUMO

Este estudo objetivou verificar o Senso de Coeréncia (SC), entre mées de pacientes com Ol
e sem OIl, bem como as caracteristicas bucais desses pacientes. Foi realizado um estudo
transversal com 75 pais/responsaveis e criangas/adolescentes com e sem Ol, na faixa etéaria
de 1 a 21 anos, atendidas em um hospital universitario de Belo Horizonte, regido sudeste
do Brasil. As caracteristicas bucais dos pacientes foram investigadas por meio de exame
clinico. Os examinadores foram previamente calibrados para o exame clinico, sendo
obtidos valores kappa entre 0,74 e 1,00. Os dados foram analisados por meio das analises
univariada e bivariada, considerando-se uma confiabilidade de 95,0%. Esta pesquisa foi
aprovada pelo Comité de Etica em Pesquisa da UFMG, e sera apresentada na forma de dois
artigos cientificos. O primeiro estudo verificou o SC, entre maes de criancas/adolescentes
com Ol e sem OI. Os pacientes foram examinados e as maes responderam a versao curta
do instrumento do SC de Antonovsky (SC-13), bem como um questionario com itens
relacionados aos aspectos individuais, comportamentais e socioeconémicos delas e dos
filhos. As maes dos pacientes com Ol (72,9%), de classe econdmica menos favorecida
(85,2%) e que classificaram a aparéncia dos dentes de seus filhos como péssima ou ruim
(70,5%) apresentaram menor SC, sendo esses resultados estatisticamente significativos
(p<0,05). Os pacientes identificados com dentinogénese imperfeita (100,00%) e carie
dentaria em um ou mais dentes (70,5%) sdo filhos pertencentes ao grupo de maes com
menor SC, demonstrando resultados associados estatisticamente (p<0.005). O SC foi

associado com condic¢do genética da crianca/adolescente, classe econdmica, percepcao das



mées sobre a aparéncia dos dentes dos filhos e prevaléncia de dentinogénese imperfeita e
carie dentéria das criancas/adolescentes. O segundo artigo objetivou verificar a associacdo
entre as caracteristicas sociodemogréaficas, comportamentais e dentarias e a presenca de Ol.
Além do exame bucal dos pacientes, os pais/responsaveis responderam um questionario
sobre aspectos individuais, socioecondmicos e comportamentais dos filhos. A idade média
dos pacientes foi de 8,1 anos (x 4,4). Dentre eles, 52,0% foram identificados com Ol (n =
39) e 48,0%, sem OI (n =36). Verificou-se uma associacdo estatistica significativa entre a
presenca de Ol e o fato do paciente ter recebido aleitamento materno (p<0.05). Quanto as
caracteristicas clinicas, houve uma relacdo estatisticamente significativa entre a Ol e a
presenca de dentinogénese imperfeita, defeito de desenvolvimento de esmalte, ma oclusédo
e anomalias dentarias (p<0,05). A cérie dentaria e o traumatismo dentario ndao foram
associados com a presenca de Ol (p>0,05). A auséncia de aleitamento materno, ou a
presenca dele por menos de seis meses, a presenca de dentinogénese imperfeita, defeito de
desenvolvimento de esmalte, ma oclusdo e anomalias dentarias foram associad
presenca de Ol nos pacientes.

Palavras-chave: Osteogénese imperfeita. Dentinogénese Imperfeita. Senso de Coeréncia.

Assisténcia odontoldgica para pessoas com deficiéncias. Pacientes com deficiéncia.



Mother’s Sense of Coherence and dental abnormalities in patients with osteogenesis

imperfecta: a paired study

ABSTRACT

This study aimed to verify the perception of sense of coherence (SOC), among mothers of
patients with and without Ol, as well as the oral characteristics. A cross-sectional study
with 75 parents/guardians and patients with and without OI, aged between 1 and 21 years
in a university hospital in Belo Horizonte, in the southeast of Brazil. The oral
characteristics of children/adolescents were investigated by clinical examination. The
examiners were calibrated to the clinical examination, and obtained kappa values between
0.74 and 1.00. The data were analyzed by means of univariate and bivariate analyzes,
considering a reliability level of 95.0%. The present study was approved by the Ethics
Committee of the Federal University of Minas Gerais, and will be presented as two
manuscripts. The first study analyzed the SOC, among mothers of patients with and
without Ol. Patients were examined and mothers answered the short version of the
instrument SOC Antonovsky (SOC -13), as well as a questionnaire with items related to
individual, behavioral and socioeconomic aspects of them and their children. Mothers of
patients with Ol (72.9%) from a lower social class (85.2%) and those that classified the
appearance of their children’s teeth as poor or bad (70.5%) exhibited lower sense of
coherence, with statistically significant results (p<0.05). Patients identified with
Dentinogenesis Imperfecta (100.00%) and dental caries on one or more teeth (70.5%) were
statistically associated with mothers with lower sense of coherence (p<0.005). The SOC
was associated with the Ol, economic class, mother’s perception of the appearance of their

child’s teeth and the prevalence of Dentinogenesis Imperfecta and dental caries among the



patients. The second article aimed to investigate the association between
sociodemographic, behavioral and dental characteristics and the presence of Ol. In
addition to the oral examination of patients, parents/guardians answered a questionnaire on
individual, socioeconomic and behavioral aspects of the children. The average age of
patients was 8.1 years (+4.4). Among them, 52.0 % were identified with Ol (n=39) and
48.0 % without Ol (n=36). There was a statistically significant association between the Ol
and the fact of the patients didn’t have received breastfeeding, or have received up to six
months (p<0,05). Regarding clinical characteristics, there was a statistically significant
relationship between the Ol and the presence of Dentinogenesis Imperfecta, developmental
defect of enamel, malocclusion and tooth abnormalities (p<0.05). Dental caries and dental
trauma were not associated with the presence of Ol in children/adolescents (p>0.05). The
absence of breastfeeding, or it presence for six months, the presence of Dentinogenesis
Imperfecta, developmental defect of enamel, malocclusion and dental anomalies were
associated with the presence of Ol in children and adolescents.

Key-words: Osteogenesis imperfecta. Dentinogenesis imperfecta. Sense of Coherence.

Dental care for people with disabilities. Patients with disabilities.
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1 CONSIDERACOES INICIAIS

A Osteogénese Imperfeita (Ol) é uma desordem rara que envolve um grupo
heterogéneo de distarbios hereditarios do tecido conjuntivo, sendo o mais frequente o
autossomico dominante. Apresenta diversas manifestacfes clinicas. A mais comum € a
fragilidade Gssea (Gorlin et al., 2001; Rauch e Glorieux, 2004; Rauch et al., 2006).

A fragilidade excessiva dos 0ssos, caracteristica principal da doenca, propicia o
aparecimento de fraturas perante traumatismos minimos ou, até mesmo, de forma
espontanea. As formas mais graves da doenca ocasionam fraturas ainda durante a vida
intrauterina. Essas fraturas acabam por provocar a morte do feto antes do nascimento ou
nas primeiras semanas de vida. Nas formas mais moderadas de osteogénese a crianca
consegue sobreviver. Costuma, no entanto, ser afetada por inimeras fraturas durante o seu
desenvolvimento, que provocam diversas deformacbes Osseas (membros arqueados,
desvios da coluna vertebral, etc.) e de crescimento, deixando a crianca com um tamanho
inferior @ média da populacdo. Os casos mais leves normalmente sdo detectados apenas na
adolescéncia (Assis et al., 2002; ; Rauch et al., 2006; 2010).

A Ol é uma doenca rara, atingindo 0,008% da populacdo mundial. Este valor
corresponde a cerca de 560.000 mil pessoas com Ol, considerando-se uma populagéo atual
de aproximadamente 7 bilhGes de pessoas no mundo (Osteogenesis Imperfecta Federation
for Europe-OIFE, 2012). A incidéncia da doenca € estimada em 1:10.000 a 1:15.000
nascidos vivos, independente do sexo ou raca (Sillence et al., 1979; Santili et al., 2005;
OIFE,2012). No Brasil nao existem dados oficiais a respeito da distribuicdo da doenca na
populacdo. Segundo informacbes da Associacdo Brasileira de Osteogenesis Imperfecta-
ABOI, ha uma projecdo de que existem pelo menos 12.000 individuos com Ol no pais

(ABOI, 2012).
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1.1 Etiologia da Ol

A Ol é uma doenca hereditaria causada por uma alteracdo genética de tecido
conjuntivo. Normalmente é transmitida por meio de um gene dominante, podendo também
ser causada por uma mutacéo espontanea (Rauch et al., 2006; Maldonado et al., 2010).

Na maior parte dos casos a Ol acontece devido a mutacfes no gene COL1A1l ou
COL1A2, responsaveis por alteracBes quantitativas e/ou qualitativas na sintese do
colageno tipo I (O’Connell e Marini, 1999; Maldonado et al., 2010). Com isso, todos 0s
tecidos ricos em colageno, como cornea, esclera, dentina e tenddes podem ser afetados,
comprometendo o crescimento corporal (Ablin, 1998; Rauch et al., 2010).

O colageno é uma proteina estrutural de extrema importancia para o organismo. E
constituido por estruturas complexas e por diversos tipos de macromoléculas, sendo que no
organismo do ser humano sao conhecidos 11 tipos de moléculas diferentes de colageno. A
mais abundante delas é o colageno tipo I, que representa quase 90,0% do colageno do
corpo. Sua molécula € constituida por uma hélice triplice constituida por duas cadeias
idénticas Al, codificadas por um gene localizado no cromossomo 17 (COL1A1) e por uma
cadeia A2, codificada por gene localizado no cromossomo 7 (COL1A2) (Maldonado et al.,
2010; Rauch et al., 2010).

Mesmo sabendo que alteracdes do colageno tipo | foram observadas em individuos
com Ol, ainda ndo se pode diferenciar os achados moleculares especificos para cada tipo
da doenca (Venturi et al., 2006; Maldonado et al., 2010). A informacéo sobre a correlagdo
entre 0 genotipo e fendtipo ainda é limitada, principalmente porque o relatado de
informacdo fenotipica ainda é apenas um esboco (Rauch et al., 2010). Um mesmo tipo de
Ol pode compreender diferentes anormalidades bioquimicas, bem como diferentes tipos de
Ol podem estar associadas com alteragdes genéticas semelhantes (Venturi et al., 2006;

Maldonado et al., 2010).
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A distribuicdo dos individuos com OlI, por grupos distintos, pode ser util para
avaliar o progndstico e para ajudar a medir os efeitos das condicdes terapéuticas (Rauch et
al.,, 2004). No entanto, a classificacdo da doenca ainda é incompleta, sendo que a
variabilidade de expressdo clinica vista em muitas familias permanece sem explicacédo
(Pallos et al., 2001). Por isso, estudos genéticos visam proporcionar uma base sélida para a
classificacdo da Ol (Pallos et al., 2001; Rauch e Glorieux, 2004; Huber, 2007; Rauch et al.,

2010).

1.2 Caracteristicas gerais da Ol

A Ol costuma provocar uma lassitude exagerada dos ligamentos e dos tenddes.
Essa alteracdo, somada a um numero frequente de fraturas, aumenta os problemas de
locomocdo do individuo (Assis et al., 2002; Rauch et al., 2006; Huber, 2007). Além da
fragilidade Ossea exagerada, as criancas com Ol podem apresentar outras alteracdes de
menor gravidade. Uma delas, muito caracteristica, refere-se a uma diminui¢do da espessura
da esclerdtica, que se torna um pouco azulado. A osteogénese também pode causar
problemas de audi¢do devido a um desenvolvimento defeituoso dos ossos do ouvido médio
(Assis et al., 2002; Rauch e Glorieux, 2004; Huber, 2007).

Em muitos casos a Ol esté associada com algumas alteraces dentérias. Dentre elas,
destaca-se a dentinogénese imperfeita, que € uma condicdo genética que afeta a formacéo
da dentina das denti¢des deciduas e permanentes (Rauch e Glorieux; 2004; Assuncao et al.,

2010).
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1.3 Classificacéo Ol
A partir de observacdes das caracteristicas clinicas, genéticas e radiogréaficas,

Sillence et al. (1979), classificaram a Ol em quatro tipos.

Tipo |

E o tipo mais comum de Ol, correspondendo a 70,0% dos casos identificados. E
considerada uma forma branda da doenca sendo o individuo acometido por fraturas 6sseas
pos-nascimento. Caracteriza-se pela presenca de surdez precoce ou historico familiar de
perda de audicdo, hiperextensibilidade articular, escleréticas azuis, osteoporose, rosto em
formato triangular e deformidades esqueléticas. De acordo com a presenca de
dentinogénese imperfeita, a Ol tipo | é subdividida em dois tipos (Maldonado et al., 2010).

A Ol tipo 1-A: ndo inclui dentinogénese imperfeita, diferentemente da Ol tipo 1-B,
em que se observa a dentinogénese imperfeita nas duas denti¢cbes, sendo a denticdo

permanente menos acometida (Levin et al., 1978; O’Connell e Marini, 1999).

Tipo I

E considerado o tipo mais raro e grave da doenca. Os individuos afetados
apresentam fragilidades dsseas graves, sendo a Ol tipo Il considerada letal durante o
periodo pré-natal. Muitas vezes esta associada a quadros de insuficiéncia pulmonar,
cardiaca e pneumonia (Pallos et. al., 2001). Dentre as caracteristicas clinicas apresentadas
pelos recem-nascidos afetados destacam-se 0s 0ssos moles da calota craniana, a face
triangular, a esclera azulada, as extremidades curtas e deformadas com madltiplas fraturas,
marcada deformacéo angular de tibia e fraturas de fémur (Sillence et al., 1979; O’Connell e

Marini, 1999; Rauch e Glorieux, 2004). A grande maioria dos individuos com Ol tipo Il



20

vai a Obito ainda no primeiro dia ou més de vida (Rauch e Glorieux, 2004). A incidéncia

desse tipo de anomalia é de 6/100.000 nascidos vivos (ABOI, 2012).

Tipo 11l

E bastante comum (Sillence et al., 1979; O’Connell e Marini, 1999; Rauch e
Glorieux, 2004). Individuos com Ol tipo Il apresentam caracteristicas clinicas como
fraqueza muscular intensa, deformacao progressiva dos membros, limitacdo da mobilidade,
inicio de perda auditiva, baixa estatura, escleras variaveis quanto a cor e dentinogénese
imperfeita. Em alguns casos, devido a presenca de deformacdes 0sseas na base do cranio
da populacdo afetada pela Ol tipo Il1, pode acontecer um quadro de compressao do tronco
cerebral. Essa compressdo causa complicacbes seérias como a tetraplegia, o0
comprometimento respiratorio e a morte subita do individuo (O’Connell e Marini, 1999;

Rauch e Glorieux, 2004).

Tipo IV

Os individuos classificados como tipo IV apresentam fenétipos que nao se
encaixam perfeitamente nos tipos | e Il (Huber, 2007). Estdo presentes caracteristicas
clinicas como baixa estatura, diminuicdo da mobilidade, fraturas vertebrais e
encurvamentos dos 0ssos longos. A cor de esclera normal foi considerada a principal
caracteristica apresentada pelo grupo Ol tipo 1V (Sillence et al., 1979).

Em um estudo de revisao sistematica realizado em 2014 por Sillence e Van Dijk na
Australia, propos uma nova classificacdo da doenca baseada em caracteristicas clinicas. A
nova nomenclatura da Ol, subdividida em cinco tipos, propde enfatizar a importancia da
fenotipagem a fim de diagnosticar, classificar e avaliar a gravidade da Ol. Os tipos foram

classificados em leve, moderado, grave, extremamente grave e letal.
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1.4 ManifestacGes bucais da Ol

Dentinogénese imperfeita

Em contraposicdo a diversidade das manifestacdes clinicas gerais e dos varios
fenotipos apresentados, as pessoas com Ol apresentam um quadro bucal classico de
dentinogénese imperfeita presente, na maioria dos casos, nas denticdes decidua e
permanente (Petersen e Wetzel, 1998; Huber, 2007).

A dentinogénese imperfeita corresponde a alteracdes de estrutura e composicdo da
dentina (Pallos et al., 2001). Devido a uma alteracdo mesenquimal do tecido dental, a
dentina é opalescente e translicida. Os dentes afetados pela dentinogénese imperfeita
apresentam uma coloracao que varia do marrom-ambar ao azul-cinzento (Tsai et al., 2003;
Rauch e Glorieux, 2004; Rauch et al., 2006). Pela fragilidade apresentada pelo tecido
dentario, em muitos casos ocorrem fraturas dentarias. Por isso, hd uma necessidade de
reconstrugdo dos dentes para reparagdo estética e funcional (Rauch e Glorieux, 2004;
Rauch et al., 2006; Huber, 2007). Radiograficamente os dentes afetados apresentam coroas
com morfologia bulbosa, constricdo cervical, raizes encurtadas e polpas obliteradas
(Huber, 2007).

Estudos revelam trés tipos de dentinogénese imperfeita. A primeira (tipo I)
representa uma alteracdo dentéria proveniente da mutacdo do colageno tipo I, a chamada
“dentinogénese da OI”. As dentinogéneses tipo Il e 1l sdo atribuidas a mutacdes de genes
que afetam proteinas da prépria dentina, como por exemplo, dentina fosfoproteina e

sialoproteina (Pallos et al., 2001; Dong et al., 2005; Kim et al., 2005; Huber, 2007).

Caracteristicas oclusofaciais
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Alguns estudos relataram uma prevaléncia maior de ma ocluséo Classe 111 de Angle
nessa parcela da populacédo, provavelmente causada por hipoplasia da maxila, associada ou
ndo a uma hiperplasia mandibular (Kindelan et al., 2003; Waltimo-Sirén et al., 2005;
Beltrame et al., 2009). Alteracfes oclusais como a mordida cruzada posterior e a mordida
aberta anterior e posterior também sdo bastante prevalentes nos individuos com Ol
(Kindelan et al., 2003; Beltrame et al., 2009).

Waltimo-Sirén et al. (2005) realizaram a analise cefalométrica de 59 pacientes
americanos com Ol. Nos individuos com Ol tipo | a cefalometria evidenciou uma medida
linear menor do que aquela presente na populacdo sem Ol, indicando uma deficiéncia de
crescimento craniofacial geral, mas sem nenhuma deformidade evidente. A analise
cefalométrica mostrou que os individuos com Ol tipo Il e IV apresentavam atraso de
crescimento pronunciado. Devido a deficiéncia de diferencial de crescimento e flexdo das
estruturas esqueléticas da cabeca, a forma craniofacial estava alterada. Segundo os autores,
os defeitos de desenvolvimento na formagdo de dentes e no processo condilar foram
identificados como as principais causas de prognatismo mandibular.

A perda da dimensdo vertical pode ocorrer nas pessoas com dentina malformada,
em consequéncia de um risco maior de desgaste dental e fraturas. Alteracbes morfoldgicas
podem ser constatadas na articulacdo temporomandibular (ATM) de individuos com Ol,
mesmo que alteracbes funcionais ndo sejam evidentes, devido a etiologia multifatorial

(O’Connel et al., 1999; Beltrame et al., 2009).

Cérie dentaria e doenca periodontal

As doencas carie e periodontal ndo foram observadas como as mais frequentes nos
individuos com OI quando comparados aquelas pessoas ndo comprometidos pela Ol

(O’Connell e Marini, 1999; Kindelan et al., 2003; Subramanian et al., 2008).
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Segundo Huber (2007), o atendimento odontoldgico direcionado a populacdo com

Ol é um fator de muita importancia na busca e manutencéo da salude e do bem estar.

1.5 Atencao odontologica dos individuos com Ol

Considerando-se as diversas alteracbes dentofaciais presentes nas criancas e
adolescentes com Ol, é importante que os profissionais de satde, principalmente a equipe
médica que assiste essa parcela da populacdo, reconhecam as alteracdes dentofaciais
presentes nesses individuos e orientem o0s pais/responsaveis a buscarem assisténcia
odontoldgica para eles o mais cedo possivel. Afinal, quanto mais precoce for iniciado o
cuidado odontoldgico, menor sera a sequela e maior sera a qualidade de vida dessa parcela
da populacdo (Maldonado et al., 2010).

Antes de planejar e realizar o tratamento odontolégico de um paciente com Ol, é
importante que o cirurgido-dentista seja informado pelo médico responsavel sobre as
condicBes clinicas do paciente em questdo. Deve ser feita uma andlise do
comprometimento e gravidade da doenga, considerando-se as necessidades e limitagfes do
tratamento (Zola et al., 2000).

A fragilidade dos dentes com dentinogénese imperfeita, por quase s6 apresentarem
esmalte em sua composi¢do, deixa-0s mais susceptiveis ao desgaste e aos traumatismos.
Por isso, é importante que esses dentes sejam restaurados quanto & devolucéo de forma e
funcdo (Pallos et al., 2001; Rauch e Glorieux, 2004; Huber, 2007).

O tratamento odontoldgico, em condicdo de dentinogénese imperfeita, geralmente
envolve a confeccdo de coroas artificiais nos dentes, principalmente nos dentes posteriores
(Pallos et al., 2001; Rauch e Glorieux, 2004; Huber, 2007). Segundo os autores, tal medida
ajuda a diminuir a deterioracdo dos dentes e manter a dimenséo vertical apropriada entre a

mandibula e a maxila.
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Para a denticdo decidua, pode significar a colocacdo de coroas de aco inoxidavel na
parte posterior dos dentes e resina composta na parte anterior. Coroas podem ser
necessarias para todos os dentes permanentes. Coroas de aco inoxidavel e/ou resina
composta podem ser usadas para manter a dimensdo na regido posterior durante o

crescimento (Pallos et al., 2001; Huber, 2007).

1.6 Senso de Coeréncia (SC)

A pesquisa em salde publica aumentou bastante o foco na influéncia dos
determinantes sociais no processo salde e doenca (Watt, 2002). Em 1979, Antonovsky
introduziu a teoria salutogénica como um fator importante na forma como as pessoas lidam
com situacdes estressantes, mostrando que o individuo esta em constante progressdo e
regressdo do movimento saudavel/doente (Antonovsky e Sagy, 1986; Antonovsky, 1993;
Lindstrom e Eriksson, 2005; Oelofsen e Richardson, 2006).

A teoria salutogénica surgiu de acordo com o paradigma de promogdo da salde, em
contraposicdo aos modelos curativista e preventivista, que tinham como foco a doenca
(Eriksson e Lindstrdm, 2006; Lacerda et al., 2012). Antonovsky objetivou estudar, por
meio dessa teoria, as origens da saude (Antonovsky e Sagy, 1986; Antonovsky, 1993;
Eriksson e Lindstrém, 2006; Lacerda et al., 2012). Relagdes sociais, histdricos culturais de
individuos adultos, experiéncias da infancia, bem como predisposi¢cdo genética, constituem
a base para o SC. Acredita-se que um SC alto seja um pré-requisito para se lidar com éxito
em uma situagdo estressante, conduzindo, assim, a um maior bem estar (Antonovsky e
Sagy, 1986; Antonovsky, 1993).

O conceito central da teoria salutogénica foi denominado senso de coeréncia (SC),
que é composto teoricamente por trés dimensdes que atuam conjuntamente: compreensado

(capacidade da pessoa para entender o que acontece ao seu redor), gestdo (extensdo com
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que o individuo se sente capaz de gerir a situacdo) e significado (capacidade que o
individuo possui para encontrar sentido na situacdo) (Antonovsky e Sagy, 1986;
Antonovsky, 1993; Freire et al., 2001; 2002; Lindstrom e Eriksson, 2005; Eriksson e
Lindstrom, 2006; Bonanato et al., 2009a). Esses componentes permitem ao individuo
enfrentar os estressores presentes na vida cotidiana (Lindstrom e Eriksson, 2005; Oelofsen
e Richardson, 2006).

Antonovsky buscou investigar como e porque algumas pessoas permanecem em um
estado classificado pela sociedade como “bom” mesmo apds terem vivido e vivenciado
situacOes de estresse intenso (Lindstrdm e Eriksson, 2005; Eriksson e Lindstrém, 2006). O
estudo do SC entre as populacdes € de grande importancia. Representa a saude do
individuo além do conhecimento bioldgico e de outras areas da ciéncia, evidenciando uma
relacdo forte da saude com a qualidade de vida (Freire et al., 2001; 2002; Watt, 2002;
Lindstrém e Eriksson, 2005; Oelofsen e Richardson, 2006; Bonanato et al., 2009a).

O SC busca balancear o conceito de satde e doenca, de modo a quantificar o grau
de adaptacdo das pessoas ao ambiente em que esta inserido (Eriksson e Lindstrém, 2006;
Oelofsen e Richardson, 2006; Bonanato et al., 2009b; Lacerda et al., 2012). Quanto
maiores os valores apresentados pelo SC, mais os individuos mostram-se aptos para
enfrentarem as dificuldades da vida e, portanto, manterem a propria satde e qualidade nela
inserida. Ele mostra se o individuo é capaz, mesmo apresentando caracteristicas peculiares,
de proporcionar de alguma forma uma protecdo para a propria saude (Freire et al., 2001;
2002; Lindstrom e Eriksson, 2005; Oelofsen e Richardson, 2006).

No intuito de quantificar e qualificar o SC, foi criado um questionario, composto
por 29 questdes, que aborda as trés dimensbes do SC (compreensao, gestdo e significado).
O instrumento permite analisar, separadamente, cada uma das dimensdes (Antonovsky e

Sagy, 1986; Antonovsky, 1993; Eriksson e Lindstrom, 2006).



26

Outras versbes da escala de SC de Antonovsky foram propostas e utilizadas em
diferentes populagdes, inclusive uma versdo curta, com 13 questdes, produzida e validada
pelo préprio autor (SC-13) (Antonovsky, 1993; Freire et al., 2001; 2002; Olsson e Hwang,
2002; Lindstrom e Eriksson, 2005; Eriksson e Lindstrom, 2006; Bonanato et al., 2009a; b).
O SC-13 foi validado no Brasil para ser utilizado em adultos (Freire et al., 2001; Bonanato
etal., 2009a).

Os resultados demonstrados pelo SC destacam a influéncia direta das condicdes de
vida da populacdo sobre a motivacdo das pessoas para a adogcdo de comportamentos
adequados a manutencdo da saude bucal (Freire et al., 2001; 2002; Oelofsen e Richardson,
2006; Bonanato et al., 2009a; b). Desta forma, 0 SC mostra-se como uma importante
ferramenta na promocdo de melhoras efetivas da saude bucal da populagdo, sendo um

aliado no trabalho dos setores publicos apropriados (Bonanato et al., 2009a).
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2 JUSTIFICATIVA

Considerando-se as diversas caracteristicas dos individuos com Ol, fica evidente a
importancia da assisténcia a esta parcela da populacdo ser realizada por meio de uma
abordagem integral e multidisciplinar ainda na infancia. Um cuidado direto das criancas e
adolescentes com Ol, associado a uma boa interacdo da equipe de salde com os
pais/responsaveis € primordial na busca de uma boa qualidade de vida para esses
individuos.

Um acompanhamento e uma aproximacao adequada dos familiares dessas criancas,
bem como dos profissionais da salde que as assistem, s6 engrandecem a odontologia e a
populacdo por ela atendida, inclusive motivando a promoc¢do de melhorias das politicas
publicas de salde e do suporte assistencial para estas criancas e familiares.

As informacdes acerca do estado de salde e doenca bucal das criancas e
adolescentes com Ol, a efetividade das intervencbes planejadas para a melhoria da
assisténcia, bem como do auxilio, cuidado e orientagdes para os cuidadores, principalmente
para as mées dessas criangas, ainda séo insuficientes.

Mesmo que as doencas bucais e alteracGes dentofaciais possam causar quadros de
dor, infecgdes, complicagdes respiratorias e problemas mastigatérios e de fala, os cuidados
com a saude bucal sdo vistos como baixa prioridade, quando comparados aos cuidados
meédicos e sociais direcionados ao individuo com a Ol. Essa realidade é desanimadora e
necessita de mudancas. Por ser minoria dentro da populacdo geral, o publico acometido por
necessidades especiais muitas vezes acaba sendo desconsiderado ou ignorado dentro das
medidas implementadas por programas de saude publica.

O estudo da saude bucal de criangas com Ol permite aprofundar a compreenséo de
aspectos a serem considerados no desenvolvimento de politicas de satde destinados a essa

populacdo. O campo das pesquisas com individuos acometidos pela Ol envolve
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expectativas, valores e significados sobre uma condicéo ainda hoje marcada por estigmas.
Além de se identificar a necessidade de dados sobre as alteracGes dentofaciais e aspectos
ligados a atencdo odontoldgica de criancas e adolescentes com OlI, torna-se relevante
conhecer os sentidos atribuidos pelas médes em relacdo a saude geral e bucal do filho
afetado por esta anomalia genética.

Na tentativa de compreender 0 modo como essas maes conseguem adaptar-se as
dificuldades e desafios associados ao cuidado de uma crianga com deficiéncia ou doenca
crénica, diversos estudos mensuraram o SC dos pais (Hedov et al., 2002; Olsson e Hwang,
2002; Oelofsen e Richardson, 2006; Bonanato et al., 2009a; 2009b). Por isso, identificar o
grau de estresse dessas mées em relacdo a vida sera de grande valia para se estudar a forma
de abordar estas mées quanto aos cuidados necessarios com essas criancas e adolescentes.

Esse é o ponto de partida para a promocao da saude bucal deste grupo, bem como
para uma atuacdo multidisciplinar mais efetiva, viabilizando a pratica de uma politica mais

democrética e adequada a essas pessoas.
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ABSTRACT

Objective: To investigate the Sense of Coherence (SOC), among mothers of patients with
and without osteogenesis imperfecta (Ol), as well as the oral characteristics. Methods: The
sample was composed of 74 pairs of mothers and patients with and without Ol, aged
between one and 19 years, who were attending the Orthopedic and Pediatric ambulatory of
a university hospital in Belo Horizonte, in the southeast of Brazil. The mothers completed
the short version of Antonovsky’s SOC instrument (SC-13) and a questionnaire with items
for individual, behavioral and socioeconomic aspects related to themselves and their
children. The oral characteristics of the children/adolescents were determined in a clinical
examination. The examiners were previously calibrated for the clinical examination. The
Kappa values obtained ranged from 0.74 to 1.00. The data were analyzed using bivariate
and multivariate analysis, considering a reliability level of 95.0%. The present study was
approved by the Human Research Ethics Committee of the Federal University of Minas
Gerais. Results: Mothers of patients with Ol (72.9%) from a lower economic class
(85.2%) and those that classified the appearance of their children’s teeth as poor or bad
(70.5%) exhibited lower sense of coherence, with statistically significant results (p<0.05).
Patients identified with dentinogenesis imperfecta (100.00%) and dental caries on one or
more teeth (70.5%) were statistically associated with mothers with greater stress levels
(p<0.005). Conclusion: The SOC was associated with the genetic condition of the
child/adolescent, economic class, the mother’s perception of the appearance of their child’s
teeth and the prevalence of dentinogenesis imperfecta and dental caries among the
children/adolescents.

Keywords: Osteogenesis imperfecta, sense of coherence, dental care for people with

disabilities, patients with disabilities.
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INTRODUCTION

Osteogenesis Imperfecta (Ol) is a rare disorder that involves a heterogeneous group
of hereditary disorders of the conjunctive tissue. The disease affects one individual in
every 10,000 to 20,000 births, regardless of gender or race (1-3).

Ol exhibits different clinical manifestations, the most common of which is bone
fragility (2, 4). Other characteristics observed include a decrease in scleral thickness, the
defective development of the bones of the middle ear, leading to deafness, as well as dental
abnormalities, the most common of which is dentinogenesis imperfecta (2-4).

In the vast majority of cases, when a family has a child with a chronic illness or
disability, the routine of family members, especially the mother, is considerably altered, (5-
7). Due to the commitments and care required for a special child, daily domestic tasks need
to be reorganized and reallocated among the family members (5-7).

Public health research has significantly increased the focus on the effect of social
determinants on the health and illness process (8-10). In 1979, Antonovsky introduced the
salutogenic theory of a Sense of Coherence (SOC) as a significant factor in how people
deal with stressful situations (11,12).

The social, historical and cultural relationships of people constitute the basis of
their SOC, which involves three components: comprehension (capacity of the individual to
understand what is happening around them); management capacity (measures how capable
the individual feels about managing situations) and meaning (capacity of the individual to
find meaning in the situation) (6, 11-15).

In an attempt to understand how parents can adapt to the difficulties and challenges
associated with caring for a child with a chronic illness or disability, a number of studies

have measured the SOC of parents (6, 16, 17). When compared with the scores of parents
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of normal and healthy children, parents of disabled children have exhibited greater levels
of stress and psychological suffering associated with their children (6, 14, 17).

Although oral diseases and dentofacial abnormalities can cause pain, infections,
respiratory problems, chewing difficulties and speaking difficulties, oral health care is still
seen as a low priority when compared with the medical care provided for individuals with
Ol. Considering that the SOC is considered a psychosocial predictor (17), knowledge of
the association between the SOC and the dental condition enables the formulation of
preventative measures and adequate interventions for children and adolescents, particularly
those with Ol.

The results obtained by the SOC highlighted the direct influence of the living
conditions of the population on the motivation of people to adopt adequate behavior to
maintain their oral health (10, 11, 18-21).

In view of the scarcity of studies assessing the oral health status of individuals with
Ol, and in an attempt to obtain more data for the opening of a new field of dentistry in
relation to Ol and public health, the aim of the present study was to investigate the self-
perception of maternal stress, using the SOC, among mothers of children/adolescents with
and without Ol, as well as the oral characteristics of these children/adolescents. It was
hypothesized that the children/adolescents of mothers with lower SOC scores are more
likely to suffer from OI and oral health problems than children of mothers with higher

SOC scores.

MATERIALS AND METHODS
A cross-sectional study was conducted with 74 patients aged between 1 and 19
years (with and without OI) and their respective mothers. Data collection was conducted in

orthopedic and pediatric ambulatory of a university hospital in Belo Horizonte in the


http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed?term=Oelofsen%20N%5BAuthor%5D&cauthor=true&cauthor_uid=16766317
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southeast of Brazil. The choice of the locations aimed to select convenience samples, in
other words, non-random samples. People who make up a non-random sample are selected
based on a value judgment, and not due to statistical randomness. Thus, they are made up
of more accessible people (22).

Possible participants were invited to be involved in the present study while they
waited for appointments in outpatient ambulatories. The research was explained and an
individual statement of informed consent was supplied to the mothers. Those that agreed to
participate were invited to a separate room to answer the questionnaire and have their
child’s oral cavity examined. The present study was approved by Human Research Ethics

Committee of the Federal University of Minas Gerais, Brazil.

Data Collection

The data were collected by means of a questionnaire, administered to mothers in
interview form, and a clinical examination for the presence of malocclusion, oral hygiene,
dentinogenesis imperfecta and dental caries (23). The questionnaire addressed the
following variables: age (mother/patient); gender; economic class; mother’s education;
genetic alteration; frequent use of medication; history of surgery; dental experience and
opinion about the appearance of the child’s teeth.

The mother’s SOC was measured using the short version of the instrument (SOC-
13), which consists of 13 items with answer options. This version was validated in Brazil
(19, 21). The total score can range from 13 to 65 points. The highest values correspond to a
greater capacity for adaptation to stress. The SOC was categorized as being higher or lower
than the median.

Information about Ol was obtained through the medical records of the children. A

clinical form was used to make notes related to the clinical examination of the child.
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Dentinogenesis imperfecta was identified in terms of its presence or absence among those
examined (2). The Simplified Oral Hygiene Index (OHI-S) was used to assess oral hygiene
(24). With regards to dental caries, the diagnostic criteria for carious lesions were based on
the definition of the World Health Organization (25): 1) healthy tooth (no evidence of a
cavitated caries lesion); 2) tooth decay (presence of cavitated carious lesion).

The clinical examination of the child took place after the mother had completed the
questionnaire. It was performed under artificial illumination (Petzl Zoom head lamp®,
Petzl America, Clearfield, UT, USA) and the examiners used appropriate individual cross
infection protection equipment. Mouth mirrors (PRISMA®, Sédo Paulo, Brazil) and gauzes
were packed and sterilized in sufficient quantities for each day of work. The exams were
carried out by the researchers (SAT and PCMS).

A pilot study and calibration were carried out prior to the main study. This intra and
inter-examiner calibration included a theoretical discussion regarding the diagnosis of
dentinogenesis imperfecta, malocclusion and dental caries, training with slides and clinical
examinations of the participants (25, 26). The kappa values obtained were between 0.74
and 1.00 (27).

The data were analyzed using the Statistical Package for Social Sciences (SPSS for
Windows, version 21.0, SPSS Inc, Chicago, IL, USA). Univariate analysis was first carried
out. The chi-squared test was used to determine associations between the dependent
variable (SOC) and the independent variables (age-mother/patient, gender, economic class,
mother’s education, genetic alteration, frequent use of medication, history of surgery,
dental experience and opinion about the appearance of the child’s teeth, the presence of
malocclusion, oral hygiene, dentinogenesis imperfecta and dental caries) (p<0.05).

Groups were paired based on gender and age in order to make them homogenous

and achieve reliable results, thereby eliminating the effects of confounding variables.


http://www.mah.se/CAPP/Methods-and-Indices/Oral-Hygiene-Indices/Simplified-Oral-Hygiene-Index--OHI-S/
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RESULTS

The sample included 74 mothers and patient. Of these, 50.0% were diagnosed with
Ol (n=37) and 50.0% had no genetic alteration (n=37). The average age of the children was
7.1 years (x4.4) and the median was 6.5 years.

Table 1 shows that when associating the two paired variables (gender and age) with
the condition of the patients, the results contained no statistically significant associations
(p>0.05). No significant associations were found between the groups for economic class or

the mother’s education (p>0.05).

Table 1- Distribution of the sample according to the presence of Ol (n=74).

GROUP
{/I\,IA\DREIZET_EENTS With Ol Whitout Ol Total P Odds Rzélttio
n (%) n (%) n (100.0%) valuge® cn
CHILDREN/
ADOLESCENTS
Sex
Male 23 (48.9) 24 (51.1) 47 0.801 0.89 (0.34-2.29)
Female 14 (51.9) 13 (48.1) 27 ' 1
Age (years)
1-5 14 (45.2) 17 (54.8) 31 0.72 (0.26-1.97)
6-11 16 (53.3) 14 (46.7) 30 0.522  0.70 (0.19-2.58)
12-19 7 (53.8) 6 (46.2) 13 1
Economic Class
Less Favored (D+E) 14 (51.9) 13 (48.1) 27 0.801 1.12 (0.43-2.89)
Most Favored (A+B+C) 23 (48.9) 24 (51.1) 47 ' 1
MOTHERS
Education (years)
<8 19 (61.3) 12 (38.7) 31 0111 2.19 (0.85-5.64)
>8 18 (41.9) 25 (58.1) 43 ' 1

3 Test (5% significance level) / °Cl: Confidence Intervals

Bivariate analysis showed that the SOC values of the mothers were statistically
influenced by the genetic condition of the child/adolescent (p=0.04), economic class
(p=0.001) and the mother’s perception of the appearance of the child’s teeth (p=0.04). The

majority of the mothers of children/adolescents with Ol (72.9%), as well as those classified
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as lower economic class (82.5%) and those who labeled the appearance of their child’s

teeth as poor or bad (70.5%), exhibited lower SOC values (Table 2).

Table 2- Distribution of the sample according the mothers’ SOC and individual /
behavioral characteristics (n=74).
MOTHERS’ SOC

INDEPENDENTS SOC sOC )
VARIABLES (21-38) (39-53) Ioogfgo/ |P \ Oddé?f}tt'o
n (%) n (%) n (100.0%0) value (cn
CHILDREN/
ADOLESCENTS
Genetic condition
With Ol 27 (72.9) 10 (27.1) 37 0.04 2.13(1.61-2.35)
Without Ol 17 (45.9) 20 (54.1) 37 : 1
Sex
Male 30 (63.8) 17 (36.2) 47 0.48 1.41 (0.53-3.70)
Female 15 (55.6) 12 (44.4) 27 ' 1
Age (years)
1-5 19 (61.3) 12 (38.7) 31 1.05 (0.37-2.94)
6-11 18 (60.0) 12 (40.0) 30 0.98 0.99 (0.26-3.74)
12-19 8 (61.5) 5 (38.5) 13 1
Frequent use of
medications
Yes 20 (54.1) 17 (45.9) 37 023 0.56 (0.22-1.45)
No 25 (67.6) 12 (32.4) 37 ' 1
Realized some surgery
Yes 18 (69.2) 8 (30.8) 26 0.27 1.75 (0.63-4.80)
No 27 (56.3) 21 (43.8) 48 ' 1
Dental experience
Present 28 (60.9) 18 (39.1) 46 0.98 1.00 (0.38-2.63)
Absent 17 (60.7) 11 (39.3) 28 ' 1
MOTHERS
Age (years)
<35 24 (58.5) 17 (41.5) 41 065 0.80 (0.31-2.07)
> 35 21 (63.6) 12 (36.4) 33 ' 1
Education (years)
<8 20 (64.5) 11 (35.5) 31 057 1.30 (0.50-3.39)
>8 25 (58.1) 18 (41.9) 43 ' 1
Economic Class
Less Favored (D+E) 23 (82.5) 4 (14.8) 27 0.001 6.53 (1.95-21.83)
Most Favored (A+B+C) 22 (46.8) 25 (53.2) 47 ' 1
Appearance of the
child’s teeth
Poor / Bad 31 (70.5) 13 (29.5) 44 0.04 2.72 (1.03-7.16)
Good / Excellent 14 (46.7) 16 (53.3) 30 ' 1

2X* Test (5% significance level) / °Cl: Confidence Intervals

A significant association was also found between the mother’s SOC and the

prevalence of dentinogenesis imperfecta (p<0.001) and dental caries (p=0.04) (Table 3).



37

All of the individuals identified with dentinogenesis imperfecta were children of mothers
with low SOC values (100.0%) and belonged to the group of children/adolescents with Ol.
Among those children examined with caries, the majority of the mothers exhibited low

SOC values (70.5%).

Table 3- Distribution of the sample according the mothers” SOC and clinical
characteristics (n=74).

MOTHERS’ SOC

INDEPENDENTS SOC SOC Total Odds Ratti
VARIABLES (21-38)  (39-53) 1000%(y P value® Sél attio
n (%) noe) " (100.0%0) (®)
CHILDREN/
ADOLESCENTS
Dentinogenesis imperfecta
Present 13 (100.0) 0 13 c
Absent 24 (39.3) 37 (60.7) 61 D —
Malocclusion
Present 30(61.2) 19(38.8) 49 0.91 1.05 (0.39-2.81)
Absent 15(60.0) 10 (40.0) 25 ' 1
Oral hygiene
Adequate 24 (70.6)  10(29.4) 34 011 2.17 (0.82-5.69)
Inadequate 21 (52.5) 19 (47.5) 40 ' 1
Number of teeth with
dental caries
>1 31(70.5) 13(29.5) 44 0.04 2.72 (1.03-7.16)
Zero 14 (46.7) 16 (53.3) 30 ' 1

X7 Test (5% significance level) / °Cl: Confidence Intervals / *Fisher’s Test

DISCUSSION

Due to cultural and traditional reasons, mothers assume the responsibility for the
daily care of their son (7, 10). Therefore, identifying the mother’s stress levels is of great
importance in order to discover how best to approach these mothers in terms of the care
required for the oral health of their children.

The impact of a disability in a child is a painful process for mothers who are
unprepared to deal with the type of care the son requires (27). According to several
authors, a high SOC value demonstrates a successful acceptance of a stressful situation,

leading to an improvement in well-being and general health (6, 10-12, 14-17, 20).
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The present study demonstrated that a lower SOC value among mothers was
associated with the genetic condition of their sons. This result is probably associated with
the fact that most mothers of patients with Ol usually dedicate a significant amount of their
time to the care of the child, when compared to mothers of healthy children with no
disabilities. A mother of a patient with Ol often experiences stressful situations on a daily
basis, including visits to hospitals and emergency services for corrective surgery related to
frequent fractures of the child’s bones. Consequently, they do not have enough time to care
for themselves. According to several authors, the maternal SOC is directly related to the
general state of son (6, 15-17, 28, 29).

A study conducted in the United Kingdom used the SOC to measure the familiar
stress levels of 59 families with children who had developmental defects and 45 families
with normal, healthy children. The parents of children with a developmental disability
exhibited high stress levels and lower SOC values than other parents (17). ltems such as
extra demands on time, limited family activities, lack of sleep and feelings of physical and
emotional exhaustion were perceived as more stressful for mothers of children with Down
syndrome (DS) than mothers of healthy children in Sweden (29).

Regardless of genetic condition, the data shows that the maternal SOC was also
statistically associated with the economic class of the families, the mother’s perception of
the appearance of the child’s teeth and the prevalence of dental caries among patients.

Mothers whose son were classified in a lower economic class exhibited lower
maternal SOC values, indicating a greater degree of stress. It is believed that this
significant association was found because the financial situation is a determining factor for
most social acts, including living conditions, work, health, mobility and the number of
children to be sustained. Another important point in relation to health is the fact that people

with more acquisitive power usually have a better quality of life. A study conducted in five
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Nordic countries, with a sample of more than 9,000 parents/children, demonstrated that
high SOC values, in other words, low stress levels, were obtained by those who belong to
the higher social classes (28). According to the authors, parents with less acquisitive power
find it more difficult to deal with stress factors, such as family sustenance, children’s
education, household tasks and work activities.

With regards to the mother’s perception of the appearance of the son’s teeth, the
majority of the lowest maternal SOC values were found among mothers who had a
negative perception of their son’s teeth. This could be associated with two factors:
dentinogenesis imperfecta, an oral condition exhibited by the vast majority of patients with
Ol; and the oral condition of the patient. It is possible that the color alteration found on the
teeth of children/adolescents with dentinogenesis imperfecta has contributed to the fact that
the mothers reported a negative perception of the esthetics of their children’s teeth.

With regards to the oral condition of the children, the mothers often did not have
adequate information about the care required for their son’s teeth, which consequently
developed oral diseases, especially dental caries. Furthermore, during the period of
adolescence, the responsibility of dental care is left entirely to the adolescent who, often,
does not worry about oral hygiene and does not allow their parents to take care of them. In
a study developed in the USA with 530 parents and adolescents, the mothers reported a
negative perception of the oral condition of their children and the adolescents were not
receptive to dental treatment and prevention guidelines (30).

With regards to the clinical examination performed on the patients, it was
confirmed that all of the individuals diagnosed with dentinogenesis imperfecta belonged to
mothers with low SOC values. Dentinogenesis imperfecta corresponds to abnormalities in
the structure and composition of dentin (31). Due to a mesenchymal alteration in the dental

tissue, the dentin becomes opalescent and translucent. Teeth affected by dentinogenesis
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imperfecta have a coloration that ranges from brown-amber to blue-gray (2). It is likely
that the presence of dentinogenesis imperfecta in children/adolescents causes mothers to
worry and stress since they identify dentinogenesis as one more problem for their children.

The present study also confirmed that lower maternal SOC values were statistically
associated with the presence of one or more teeth with carious lesions in
children/adolescents. This result probably occurred due to the lack of access to information
about the importance of cleaning children’s teeth and oral healthcare. According to several
authors, the SOC influences the resources used to deal with stressful situations, which
usually affect habits of prevention and health (6, 10-13, 15-17, 20).

Freire et al. (18) and Bonanato et al. (10) also reported that lower SOC values were
found among mothers of children who exhibited a greater prevalence of dental caries. The
authors confirmed the importance of the parent’s knowledge about oral health in order to
attain satisfactory oral hygiene for their children.

With regards to oral diseases, one of the most common manifestations in the
Brazilian population is dental caries. This is a multifactorial disease associated with
individual characteristics, bacterial agents and environmental factors (32). As well as pain,
dental caries can have a negative impact on family life and may be associated with
psychosocial variables, such as the SOC (10).

In relation to children and adolescents with Ol, this result may have occurred due to
the difficulty of these mothers in carrying out many daily tasks due to their children’s
illness. Mothers can end up not caring about their own oral condition. According Barbosa
et al. (27), mothers of children with developmental defects are more stressed than mothers
of normal and healthy children due to the extra daily tasks that prevent them from looking

after themselves.
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Interventions aimed at improving or maintaining the oral health of
children/adolescents should take the family environment into consideration. The care and
orientation of the family, in terms of information about health, the importance of adequate
oral hygiene and the consequences of harmful habits to oral health, are fundamentals to the
healthcare of children and adolescents. For the mother of a son with Ol this care should be
even greater, given that studies have shown that mothers of disabled children require more
time to look after their child as a result of the child’s limitations. Therefore, they need to
create a structure within the family environment that supports general and oral health care
(5-7).

A possible limitation of the present study is that it was difficult to access Ol
patients in the city. Since it a rare disease, this resulted in a convenience sample of
individuals who attended an orthopedic center of reference. Another possible limitation of
the present study is the fact that it was the parents who answered the questionnaires
(proxies), which consequently did not clearly reflect the feelings and conditions of the
children/adolescents.

It is important to assess the SOC in all groups of patients to better understand the
impact of diseases and socioeconomic factors on the patient’s lives, as well as to plan
appropriate treatment according to the profile of each population. Preventative and
multidisciplinary care for Ol patients are fundamental. It is important that there is
recognition among professionals who work with this population, especially health
professionals, of the importance of odontology as a means of establishing better living
conditions for these individuals and their families. Health teams and caregivers need to
perceive the oral cavity as an integral part of the individual, providing the necessary oral

health care.
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CONCLUSION

The majority of mothers with son diagnosed with Ol exhibited low SOC scores and
mothers of lower economic class exhibited lower SOC values. Among mothers who
classified the appearance of their children’s teeth as poor or bad, the majority exhibited
lower SOC values.

A greater number of mothers whose children were diagnosed with one or more
carious lesions exhibited lower SOC values.
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RESUMO

Objetivo: Verificar a associacdo entre as caracteristicas sociodemograficas,
comportamentais e dentarias e a presenca de Ol. Métodos: Foi realizado um estudo
transversal com 75 pais/responsaveis e pacientes com e sem Ol, na faixa etaria de 2 a 21
anos, nos ambulatorios de Ortopedia e Pediatria de um hospital universitario de Belo
Horizonte, regido sudeste do Brasil. Os pais/responsaveis responderam um questionario
sobre aspectos sociodemogréaficos e comportamentais dos filhos. As caracteristicas bucais
das criangas/adolescentes foram investigadas por meio de exame clinico. As examinadoras
foram previamente calibradas, sendo obtidos valores kappa entre 0,74 e 1,00. Os dados
foram analisados por meio das analises univariada e bivariada, considerando-se uma
confiabilidade de 95,0%. Esta pesquisa foi aprovada pelo Comité de Etica em Pesquisa da
UFMG. Resultados: A idade média dos pacientes foi de 8,1 anos (+ 4,4). Dentre eles,
52,0% foram identificados com OI (n = 39) e 48,0%, sem Ol (n =36). Verificou-se uma
associacao estatistica significativa entre a presenca de Ol e o fato de nédo ter recebido
aleitamento materno ou té-lo recebido por menos de 6 meses (p<0.05). Quanto as
caracteristicas clinicas, houve uma relacdo estatisticamente significativa entre a condicdo
genética e a presenca de dentinogénese imperfeita, defeito de desenvolvimento de esmalte,
ma oclusdo e anomalias dentarias (p<0,05). A cérie dentaria e o traumatismo dentério nao
foram associados com a presenca de Ol (p>0,05). Conclusdo: A auséncia de aleitamento
materno, ou a presenca dele por menos de seis meses, a presenca de dentinogénese
imperfeita, defeito de desenvolvimento de esmalte, ma oclusdo e anomalias dentarias
foram associadas a presenca de Ol.

Palavras-chave: Osteogénese imperfeita. Dentinogénese imperfeita. Assisténcia

odontoldgica para pessoas com deficiéncias. Pessoas com deficiéncia.



48

INTRODUCAO

A Osteogénese Imperfeita (Ol) caracteriza-se pela fragilidade Ossea e
suscetibilidade variada a fraturas. E uma doenca de origem genética que se apresenta por
meio de um distdrbio hereditario do tecido conjuntivo, sendo a estrutura e funcéo do
colageno do tipo | afetados. E determinada em cerca de 90,0% dos pacientes por mutacdes
nos genes COLIAL e COLIA2 (Pallos et al., 2001; Santilli et al., 2005; Rauch et al., 2006;
Abukabbos e Al-Sineedi, 2013).

A doenca é considerada rara, afetando um individuo em cada 10.000 a 20.000
nascidos vivos, independente do sexo ou raca (Sillence et al., 1979; Rauch e Glorieux,
2004; Teixeira et al., 2008; Osteogenesis Imperfecta Federation Europe-OIFE, 2012). A
Ol costuma provocar uma lassitude exagerada dos ligamentos articulares e dos tenddes
musculares. Essa alteracdo, somada a um numero frequente de fraturas, aumenta o0s
problemas de locomoc¢édo do individuo (Gorlin et al., 2001; Malmgren e Norgren, 2002;
Rauch e Glorieux, 2004; Abukabbos e Al-Sineedi, 2013).

Classicamente os individuos com Ol tem fragilidade Ossea aumentada, com
tendéncia a fraturas, mas também podem apresentas outras alteracdes de menor gravidade.
Uma delas, muito caracteristica, refere-se a uma diminuicdo da espessura da esclerotica,
que se torna um pouco azulada. Devido a um desenvolvimento defeituoso dos 0ssos do
ouvido médio, também podem estar presentes problemas de audi¢do. A Ol também esta
associada com algumas alteracGes dentarias, destacando-se a dentinogénese imperfeita
(D), que afeta a formacdo da dentina nas denti¢es deciduas e/ou permanentes (Malmgren
e Norgren, 2002; Rauch e Glorieux, 2004; Teixeira et al., 2008; Assuncéo et al., 2010;
Abukabbos e Al-Sineedi, 2013; Surendra et al., 2013). A OI costuma provocar uma
lassitude exagerada dos ligamentos articulares e dos tenddes musculares. Essa alteracéo,

somada a um numero frequente de fraturas, aumenta os problemas de locomocdo do
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individuo (Gorlin et al., 2001; Malmgren e Norgren, 2002; Rauch e Glorieux, 2004;
Teixeira et al., 2008; Abukabbos e Al-Sineedi, 2013).

A Ol divide-se em quatro tipos basicos, descritos por Sillence et al. (1979). O tipo |
é considerado a forma mais branda da doenca, sendo as deformidades dos membros
discretas e a altura dos pacientes praticante normal. E o tipo mais comum da doenca, com
70,0% dos casos identificados. O tipo Il é a forma mais rara, porém considerada letal
durante o periodo pré-natal. O tipo Ill é a forma sobrevivente com maior gravidade. As
deformidades presentes nos membros inferiores e superiores sdo significativas. O
individuo afetado apresenta escoliose e dificuldades para locomocdo. Por isso necessita,
muitas vezes, de cadeira de rodas. O individuo afetado também apresenta fraqueza
muscular intensa, baixa estatura, inicio de perda auditiva e DI. Na Ol tipo IV o paciente
possui caracteristicas que ndo se encaixam nos tipos | e Il da doenca. A gravidade da
doenca é moderada. A cor da esclera normal é a principal caracteristica apresentada por
esse grupo (Sillence et al., 1979; Rauch e Glorieux, 2004).

A DI é uma condicdo genética hereditéaria de desenvolvimento dos dentes, podendo
ocorrer isolada ou associada a Ol. Ocorrem alteracdes da estrutura e composicdo da
dentina (Pallos et al., 2001; Malmgren e Norgren, 2002; Teixeira et al., 2008; Abukabbos e
Al-Sineedi, 2013; Surendra et al., 2013). Os dentes afetados apresentam uma coloracgao que
varia do marrom-ambar ao azul-cinzento (Tsai et al., 2003; Rauch e Glorieux, 2004;
Huber, 2007; Surendra et al., 2013). Radiograficamente os dentes afetados apresentam
coroas com morfologia bulbosa, constri¢do cervical, raizes encurtadas e polpas obliteradas
(Malmgren e Norgren, 2002; Huber, 2007; Teixeira et al., 2008; Abukabbos e Al-Sineedi,
2013; Surendra et al., 2013).

O tratamento das pessoas com OI fundamenta-se na abordagem multidisciplinar,

clinica e cirargica. Visando aprimorar a atencdo odontologica direcionada a essa parcela da
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populacdo, o objetivo desse estudo foi verificar a associacdo entre as caracteristicas
sociodemograficas, comportamentais e dentarias e a presenca de Ol em criangas e

adolescentes.

MATERIAIS E METODOS

Foi realizado um estudo transversal com 75 pacientes na faixa etaria de 2 a 21 anos
com Ol e sem Ol. A coleta de dados foi realizada nos ambulatorios de Ortopedia (pacientes
com OIl) e Pediatria (pacientes sem OI) de um hospital universitario de Belo Horizonte,
regido sudeste do Brasil. A escolha dos locais objetivou selecionar amostras de
conveniéncia, ou seja, ndo aleatdrias. As pessoas que fazem parte de amostras nao-
aleatdrias sdo selecionadas por um julgamento de valor, e ndo por questdes de
aleatoriedade estatistica, sendo constituidas por pessoas mais acessiveis (Freedman et al.,
1998). Os ambulatérios em questdo ndo contam com um servico de atendimento
odontolégico local.

Os possiveis participantes foram convidados para o estudo no momento em que
aguardavam pela consulta nos ambulatoérios. ExplicacBes sobre a pesquisa, juntamente com
termos de consentimento foram direcionados aos pais/responsaveis, individualmente.
Aqueles que concordaram em participar eram convidados a adentrar o consultério para
responderem o questionario e para a realizacdo do exame bucal da crianga/adolescente. O
estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa Humana da Universidade Federal

de Minas Gerais.

Coleta de dados
O diagnostico do tipo de Ol, a partir da classificacdo de Sillence, foi obtido por

meio do prontuario médico do paciente (Sillence et al., 1979). Um questionario estruturado
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foi aplicado aos pais/responsaveis. Foram registrados aspectos individuais,
socioecondémicos e comportamentais sobre a crianca/adolescentes (sexo, idade, classe
econbmica, prevaléncia de infeccdes das vias aéreas superiores (< seis meses), aleitamento
materno / artificial, habito de succdo ndo nutritivo (dedo e chupeta) e historia prévia de
tratamento ortodontico.

A classificacdo econdmica foi feita com base no Critério de Classificacdo
Econdmica Brasil (Associacdo Brasileira de Empresas de Pesquisa-ABEP, 2012), agrupada
em classe mais favorecida economicamente (composto pelas classes A e B), favorecida (C)
e menos favorecida (classes D e E). Nenhum participante foi classificado como pertencente
a classe E. A origem racial foi definida por meio dos critérios estabelecidos para a
populacdo brasileira segundo a cor da pele: branca, preta, parda ou amarela (Instituto
Brasileiro de Geografia e Estatistica-IBGE, 2010).

O exame clinico bucal da crianca/adolescente foi realizado apo6s a aplicacdo do
questionario junto ao responsavel. As examinadoras usaram todo o equipamento de
protecdo individual adequado. Uma head lamp (Petzl Zoom head lamp, Petzl America,
Clearfield, UT, USA), um espelho clinico bucal (PRISMA®, Séo Paulo, SP, Brazil) e
sonda IPC (Community Periodontal Index), preconizada pela World Health Organization-
WHO, (WHO-621, Trinity, Campo Mourdo, PA, Brazil), foram usados para o exame
clinico, sem o auxilio de raio X.

Foram avaliadas as seguintes condi¢des clinicas: traumatismo dentério, DI, defeito
de desenvolvimento do esmalte (DDE), anomalias dentarias, ma oclusao e cérie dentaria.

O traumatismo dentario foi registrado a partir dos critérios propostos por Andreasen
et al. (2007): fratura de esmalte, fratura de esmalte-dentina, fratura coronaria complexa,
extrusdo, luxacdo, luxacdo lateral, luxacdo intrusiva e avulsdo. O diagnéstico de DI foi

definido a partir dos estudos de Kim e Simmer (2007) e Barron et al. (2008). Os DDE


http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed?term=Kim%20JW%5BAuthor%5D&cauthor=true&cauthor_uid=17452557
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed?term=Kim%20JW%5BAuthor%5D&cauthor=true&cauthor_uid=17452557

52

foram determinados a partir das caracteristicas estabelecidas pela Commission on Oral
Health, Research & Epidemiology Report of an FDI Working Group (1992).

A presenca de ma ocluséo e de anomalias dentarias foi diagnosticada a partir do
estudo de Oliveira et al. (2008): alteracbes de overjet (aumentado/protrusdo, mordida
cruzada anterior, ausente) e overbite (aumentado/mordida profunda, mordida aberta
anterior, ausente, topo) e mordida cruzada posterior. A prevaléncia de cérie dentaria foi
baseada nos critérios clinicos estabelecidos pela WHO (1997), considerando-se a presenca
de pelo menos um dente com leséo de cérie cavitada.

O exame clinico foi conduzido por duas dentistas treinadas e calibradas para
investigarem as condicdes clinicas. A fase de calibracdo intra e inter examinadora incluiu
uma discussdo tedrica sobre as condigdes clinicas investigadas, sendo conduzida por meio
de um treinamento com slides e exames clinicos de criancas/adolescentes (WHO, 1997;
Rigby, 2000). Os valores de kappa obtidos ficaram entre 0,74 e 1,00, considerados
satisfatorios para o desenvolvimento do estudo (Rigby, 2000). Em seguida foi realizado um
estudo piloto com 8 criangas/adolescentes com Ol e sem Ol. Os participantes do estudo
piloto foram incluidos na amostra principal. A calibracdo e o estudo piloto foram
realizados antes do estudo principal.

Os dados foram analisados utilizando-se o programa Statistical Package for Social
Sciences (SPSS for Windows, version 21.0, SPSS Inc, Chicago, IL, USA). Foram
realizadas as analises univariada e bivariada dos dados. Foi utilizado o teste do qui-
quadrado, considerando-se uma significancia de 5% (p<0,05).

Os grupos foram pareados por sexo e idade para torna-los homogéneos,

eliminando-se os efeitos das variaveis de confusdo e mantendo os resultados fidedignos.



RESULTADOS

A amostra incluiu 75 pares de pais/responsaveis e pacientes. A media de idade dos
pacientes foi de 8,1 anos (x 4,4) e a mediana de 7,0 anos. Destes 52,0% foram
diagnosticados com Ol (n = 39) e 48,0%, sem Ol (n =36). O grafico 1 exibe a distribuicdo

das criancas/adolescentes com Ol de acordo com o tipo de Ol diagnosticado em cada um

deles.
19 (48.7%)
12 (30.8%)
5 (12.8%)
1(2.6%)
2 (5.1%)
Tipo 1 Tipo Il Tipo III Tipo IV SemTipo

Gréfico 1- Distribuicdo dos pacientes de acordo com o tipo de Ol (N=39)

A tabela 1 demonstra que, quando se associaram as duas variaveis de pareamento
(sexo e idade) com a condicdo genética do paciente, foram obtidos resultados sem
significancia estatistica, confirmando a homogeneidade dos grupos (p>0,05). N&do se

encontrou, também, associacdo significativa entre os grupos, a cor da pele e a classe

econdmica das criangas/adolescentes (p>0,05).
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Tabela 1- Distribuicdo dos pacientes de acordo com a presenca de Ol (N=75).

VARIAVEIS GRUPO
Com Ol Sem Ol Total a

INDEPENDENTES n (%) n (%) n (100.0%) P valor
Sexo

Maculino 24 (52,2) 22 (47,8) 46

Feminino 15 (51,7) 16 (48,3) 29 0,970
Cor da pele

Branca 15 (55,6) 12 (44,4) 27

Preta / Parda 24 (50,0) 24 (50,0) 48 0,644
Idade (anos)

2-5 13 (50,0) 13 (50,0) 26

6-11 16 (53,3) 14 (46,7) 30 0.968

12-19 10 (52,6) 9 (47,4) 19 ’
Classe Econémica

Mais favorecida (A+B) 14 (58,3) 10 (41,7) 24

Favorecida (C) 24 (51,1) 23 (48,9) 47 0,271
Menos favorecida (D+E) 1 (25,0) 3 (75,0) 4

aTeste X* (nivel de significancia de 5%)

De acordo com os dados da tabela 2, apenas a variavel aleitamento materno
apresentou relagdo significativa com a condicao genética do paciente (p=0,014). A maioria
dos participantes que relataram auséncia de aleitamento materno ou, quando presente, por

menos de 6 meses, pertenciam ao grupo de pacientes com Ol (67,6%).
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Tabela 2- Frequéncia absoluta e relativa dos pacientes de acordo com a prevaléncia de Ol
(n=75)

i GRUPO
YI\/IA\DREIQIE/I\IIEIIDSENTES Com Ol Sem Ol Total P Odds Rattio
n (%) n (%) n (100.0%)  valor® (1IC)°
Infeccdo das vias aéreas
superiores (< 6 meses)
Sim 17 (48,6) 18 (51,4) 35 0,77 (0,31-1,91)
N3o 22(55,0) 18 (45,0) 40 0,578 1
Aleitamento materno
< 6 meses (ou ausente) 23 (67,6) 11 (32,4) 34 3,26 (1,25-8,48)
> 6 meses 16 (39,0) 25 (61,0) 41 0,014 1
Aleitamento artificial
< 24 meses (ou ausente) 22 (55,0) 18 (45,0) 40 1,29 (0,52-3,21)
> 24 meses 17 (48,6) 18 (51,4) 35 0,578 1
Hébito de succdo néo
nutritivo
Né&o 14 (63,6) 8 (36,4) 22 1,96 (0,70-5,44)
Sim 25(47,2)  28(52,8) 53 0,193 1
Histdria de aparelho
ortodoéntico
Sim 4 (57,1) 3(42,9) 7 0.991° 1,25 (0,26-6,04)
Né&o 35(51,5) 33 (48,5) 68 ' 1

2Teste X* (nivel de significancia de 5%) / ° IC: Intervalo de Confianca / © Teste de Fisher

A relacdo entre a condicdo genética dos pacientes e 0 exame clinico esta descrita na
tabela 3. Observou-se uma associacdo estatisticamente significante entre a condicéo
genética do paciente e a presenca de DI. Todas as criancas diagnosticadas com DI
(100,00%) pertenciam ao grupo com Ol (p<0,001).

A maior parte dos pacientes identificadas com DDE (68,0%) era do grupo com Ol,
sendo essa uma associagdo estatisticamente significativa (p=0,049). O mesmo aconteceu
para a ma oclusdo. Um maior percentual de criancas/adolescentes diagnosticados com
alguma ma ocluséo (64,6%) pertencia ao grupo com Ol (p=0,004).

A prevaléncia de anomalias dentarias também se mostrou estatisticamente
associada com a Ol. A grande maioria das criancas/adolescentes diagnosticados com

giroversao (92,3%) era do grupo com Ol (p=0,013).
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Tabela 3- Frequéncia absoluta e relativa dos pacientes e adolescentes de acordo com a
prevaléncia de Ol (N=75)

] GRUPO
YI\'IADREI'F?E/I\IIE[I)SENTES Com Ol Sem Ol Total P Odds Rattio
n (%) n(%) n(100.0%) valor® (1C)°
Traumatismo dentario
Presente 3(42,9) 4 (57,1) 7 . 0,66 (0,13-3,20)
Ausente 36 (52,9) 32(47.1) 68 0,704 1
DI
Presente 14 (100,0) 0 14
Ausente 25(41,0) 36 (59,0) 61 <0001 -
DDE
Presente 17 (68,0)  8(32,0) 25 2,70 (1,01-7,41)
Ausente 22 (44,0) 28 (56,0) 50 0,049 1
Ma oclusédo
Presente 31(64,6) 17(354) 48 4,33 (1,56-11,96)
Ausente 8(29,6) 19 (70,4) 27 0,004 1
Anomalias dentérias
Dente condide 1 (50,0) 1 (50,0) 2 0,08 (0,03-2,60)
Giroversdo 12(92,3)  1(7,7) 13 o013  130(1,07-21,95)
Sem anomalias 26 (43,3) 34 (56,7) 60 ' 1
Cérie dentéria
> 1 dente 18 (56,3) 14 (43,8) 32 0525 1,34 (0,53-3,37)
Ausente 21 (48,8) 22(51,2) 43 ' 1

“Teste X* (nivel de significancia de 5%) / ° IC: Intervalo de Confianca / ©Teste de Fisher

DISCUSSAO

O atendimento odontolégico direcionado a populacdo com Ol é um fator essencial
na busca e manutencdo da salde e do bem estar (Malmgren e Norgren, 2002; Huber, 2007,
Teixeira et al., 2008; Surendra et al., 2013). No entanto, as informac6es acerca do estado
de salde e doenca bucal das criancas e adolescentes com Ol, a efetividade das intervencdes
planejadas para a melhoria da assisténcia, bem como do auxilio, cuidado e orientacGes para
os cuidadores ainda sdo insuficientes (Teixeira et al., 2008; Surendra et al., 2013).

A fragilidade dssea é a caracteristica mais comum da Ol, sendo um sinal indicativo
da doenca. A forma letal de Ol é a tipo Il de Sillence, com fraturas detectadas por meio de
ultra-sonografia do feto e morte, ainda no periodo intra-utero ou ap6s 0 nascimento
(Sillence et al., 1979; Rauch e Glorieux, 2004). Tal fato pode justificar a baixa prevaléncia

de criangas/adolescentes com essa classificacdo de Ol observadas neste estudo (um caso),


http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed?term=Malmgren%20B%5BAuthor%5D&cauthor=true&cauthor_uid=12020117
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed?term=Norgren%20S%5BAuthor%5D&cauthor=true&cauthor_uid=12020117
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/?term=Surendra%20P%5Bauth%5D
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/?term=Surendra%20P%5Bauth%5D
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coincidindo também com outros dados da literatura. O paciente identificado com o tipo Il
da doenca sobreviveu por ter usado o medicamento Pamidronato®, que interferiu na
evolucdo da Ol. Uma pesquisa desenvolvida em ambulatério de um hospital de Sdo Paulo
com 22 pacientes com Ol identificou o tipo | da doenca como o mais frequente (40,9%),
seguido de 36,3% de individuos com OI tipo Il e 22,7% de casos tipo IV. Néo foi
encontrado nenhum paciente com Ol tipo 11 (Santilli et al., 2005).

As diversas alteracOes dentofaciais presentes nas pessoas com Ol ressaltam a
importancia dos os profissionais de saude, principalmente da equipe médica que assiste
essa parcela da populacdo, reconhecer as alteragbes dentofaciais presentes nesses
individuos e orientar os pais/responsaveis a buscarem assisténcia odontol6gica para seus
filhos o mais cedo possivel.

A homogeneidade entre os grupos avaliados, pareados quanto a idade e ao sexo,
permite tornar 0s grupos comparaveis quanto a esses fatores individuais. Esse recurso faz
com que as caracteristicas referentes as alteragdes clinicas e comportamentais sejam mais
fieis, removendo um possivel viés de confuséo.

Considerando-se o aleitamento materno, verificou-se que a maior parte dos
pais/responsaveis que afirmaram auséncia do habito ou presenca dele por menos de seis
meses referiam-se as pacientes com OIl. Esse dado possivelmente estd relacionado a
presenca de dificuldades respiratérias em alguns bebés com Ol, que podem interferir na
habilidade de succdo (Plotkin, 2003). Além disso, a mde pode se sentir inibida para
amamentar devido ao temor de provocar alguma fratura 6ssea no bebé ao posiciona-lo no
colo para amamentacdo natural. Outro fator que possivelmente influenciou refere-se ao
estado emocional da mae frente a descoberta de um filho com OI, que pode influenciar

diretamente na producdo do leite materno.
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De acordo com Souza et al. (2010), os problemas ligados a ambiéncia hospitalar,
assisténcia profissional, condicdo clinica da crianca e, principalmente, o0 medo e a
inseguranca decorrentes de dificuldades no manejo da amamentacdo sdo fatores
dificultadores da amamentacdo. Amorim et al. (1999) realizaram um estudo com 14 maes
de criancas com Sindrome de Down (SD) do Parana e observaram que o impacto da noticia
de ter um filho com limitacGes de desenvolvimento foi relatado como decisivo para nédo
realizar o aleitamento materno, uma vez que suas expectativas como mae ndo foram
correspondidas.

O exame clinico dos pacientes identificou criangas/adolescentes com DI apenas
entre aqueles com Ol, evidenciando o fato desta anomalia dentaria ser bastante comum
nessa parcela da populacdo nas denticGes decidua e permanente (O’Connell e Marini,
1999; Pallos et al., 2001; Rauch e Glorieux, 2004; Huber, 2007; Teixeira et al., 2008;
Surendra et al., 2013).

Um estudo desenvolvido com 40 criangas com Ol nos EUA mostrou que 80,0%
delas apresentavam DI na primeira denti¢do (O’Connell e Marini, 1999). Todos os tecidos
do corpo humano ricos em coldgeno do tipo | podem ser afetados pela Ol, o que leva a
mudancas quantitativas e qualitativas no colageno tipo I, a principal proteina estrutural dos
0ssos e da dentina, que consequentemente leva a um defeito na mineralizacdo desses
tecidos (Rauch et.al., 2006).

A DI refere-se a uma alteracdo genética que afeta o desenvolvimento dentério,
provocando a descoloracdo dos dentes (azul acinzentado ou marrom amarelado) e
excessiva translucidez dental. A fragilidade dos dentes com DI, por quase s apresentarem
esmalte em sua composicéo, deixa-0s mais susceptiveis ao desgaste. Por isso, € importante
que esses dentes sejam restaurados quanto & devolucdo de forma e funcdo (Pallos et al.,

2001; Malmgren e Norgren, 2002; Rauch e Glorieux, 2004; Huber, 2007; Teixeira et al.,


http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/?term=Surendra%20P%5Bauth%5D
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed?term=Malmgren%20B%5BAuthor%5D&cauthor=true&cauthor_uid=12020117
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed?term=Norgren%20S%5BAuthor%5D&cauthor=true&cauthor_uid=12020117

59

2008; Surendra et al., 2013). Wieczorek e Loster (2013) avaliaram os cortes histoldgicos
de dentes molares diagnosticados com DI na Pol6nia e verificaram que os cristais de
hidroxiapatita presentes nos dentes eram claramente visiveis dentro dos prismas de
esmalte. Esse quadro indica a fragilidade estrutural do tecido, que provoca uma alta
suscetibilidade a condi¢des adversas na cavidade bucal.

Os dados mostraram que a maioria dos pacientes com Ol foi identificada com DDE.
Esse fato pode estar associado a alteracGes sistémicas e hereditarias que influenciam o
processo de formacdo do esmalte dos dentes de individuos com OIl. Segundo dados da
literatura, em cerca de um terco dos casos de Ol foram identificados dentes com alteracdes
de esmalte como hipomineralizacdo ou hipoplasia (Schawartz e Tsipouras, 1984;
O’Connell e Marini, 1999). Um estudo realizado na Noruega com 12 dentes extraidos de
criancas e adolescentes com Ol mostrou alteraces do esmalte dentario. As hipoplasias de
esmalte foram mais frequentes nos dentes extraidos de pacientes com Ol tipo IV (Lindau et
al., 1999).

Quanto a prevaléncia de ma oclusdo na populacdo examinada, a maior parte das
criangas/adolescentes com Ol apresentou pelo menos uma ma oclusdo referente a
alteragBes oclusais verticais ou transversais. Esse resultado possivelmente esta associado as
caracteristicas oclusofaciais e alteracdes de crescimento presentes nos individuos com Ol.
Alguns estudos relataram uma prevaléncia maior de ma ocluséo classe Il de Angle nessa
parcela da populagéo, provavelmente causada por hipoplasia da maxila, associada ou néo a
uma hiperplasia mandibular (Schartz e Tsipouras, 1984; O’Connell e Marini, 1999;
Abukabbos e Al-Sineedi, 2013).

A ma oclusdo Classe Ill pode estar associada com a perda precoce da dimensao
vertical e com uma oclusdo instavel, que podem provocar um avanco da mandibula (Chang

et al., 2007). Devido a um risco maior de desgaste dental e fraturas, a perda da dimenséo
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vertical pode ocorrer nas pessoas que possuem dentina malformada (O’Connel ¢ Marini,
1999; Surendra et al., 2013). Segundo Abukabbos e Al-Sineedi (2013), os tipos mais
graves de Ol estdo associados com ma ocluséo clasee 111 de Angle.

Rizkallah et al. (2013) avaliaram fotografias, modelos, radiografias e tracados
cefalométricos em 49 individuos com Ol no Canadd e observaram que o
subdesenvolvimento vertical das estruturas dentoalveolares e do processo condilar foram
as principais razdes do prognatismo mandibular nos individuos com Ol.

Quanto a prevaléncia de anomalias dentarias, os dados mostraram que elas foram
mais prevalentes nas criancas/adolescentes com Ol, sendo os dentes girovertidos bastante
frequentes na populacdo com OIl. A giroversao é uma anomalia dentaria que geralmente
ocorre pelo fato do germe do dente ndo ter espaco para erupcionar, 0 que o faz girar em
torno de si mesmo. E provavel que esse fato justifique a alta prevaléncia dessa anomalia
em crianc¢as e adolescentes com OI, uma vez que ha uma frequente atresia maxilar. De
acordo com Chang et al. (2007), giroversdo € uma anomalia bastante frequente e esta
associada a presenca de méa ocluséo.

A Ol promove alteragcfes funcionais e estéticas de toda a denticéo, seja decidua ou
permanente. E frequente a ocorréncia de fraturas coronarias e radiculares, desgaste dental e
consequente exposicdo do tecido dentinario, além da alta perda prematura de dentes. Por
isso, é indispensavel que os profissionais de salde que assistem essa parcela da populacédo
recebam informacgdes sobre as alteraces craniofaciais e dentais. O cuidado direcionado
aos pacientes com Ol deve incluir uma assisténcia médica e odontoloégica composta por
uma equipe de profissionais que inclua um médico geneticista, um ortopedista e um
cirurgido-dentista, além de reabilitagdo.

Possibilitam o encaminhamento precoce do paciente ao cirurgido dentista, o qual

deverd iniciar o tratamento odontoldgico o mais precocemente possivel, visto que a Ol leva
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a alteracdes na funcdo e a estética de toda a denticdo, seja decidua ou permanente. E
frequente a ocorréncia de fraturas corondrias e radiculares, desgaste dental e consequente
exposicdo do tecido dentinario, além da alta perda prematura de dentes.

Antes de planejar e realizar o tratamento odontolégico de um paciente com Ol, é
importante que o cirurgido-dentista seja informado pelo médico responsavel sobre as
condicdes clinicas do paciente em questdo. Deve ser feita uma analise do
comprometimento e gravidade da doenca, considerando-se as necessidades e limitacdes do
tratamento.

Mesmo que as doencas bucais e alteracGes dentofaciais possam causar quadros de
dor, infeccdes, complicagdes respiratorias e problemas mastigatérios e de fala, os cuidados
com a saude bucal sdo vistos como baixa prioridade, quando comparados aos cuidados
médicos e sociais direcionados ao individuo com a Ol. Essa realidade é desanimadora e
necessita de mudancas. Por ser minoria dentro da populacéo geral, o publico acometido por
necessidades especiais muitas vezes acaba sendo desconsiderado ou ignorado dentro das
medidas implementadas por programas de salde publica relativas a assisténcia

odontologica.

CONCLUSAO

Dentre os pacientes com Ol, o tipo mais prevalente da doenca foi o tipo 111 (48,7%),
seguido dos tipos | (30,8%), IV (12,8%) e 11 (2,6%). Verificou-se que 5,1% dos pacientes
com Ol ainda ndo tinham o diagndstico concluido quanto ao tipo de Ol.

A auséncia do habito de aleitamento materno, ou presenca do habito por menos de
seis meses foi mais frequente entre as criangas/adolescentes com Ol (67,6%).

Todas os pacientes diagnosticadas com DI pertenciam ao grupo de individuos com

Ol (100,0%).



62

A maioria dos examinados identificados com DDE (68,0%), ma ocluséo (64,6%) e

anomalias dentarias tipo giroversao (92,3%) pertence ao grupo de criangas e adolescentes

com Ol.
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5 CONSIDERACOES FINAIS

As diversas caracteristicas dos pacientes com Ol nos remete ao fato que o cuidado
multidiciplinar e integral ndo podem ser deixados de lado. Embora as doencas bucais
possam comprometer a qualidade de vida dos pacientes, inclusive ocasionando quadros de
dor e desconforto, o cuidado com a saude bucal ainda é deixado de lado em relacdo aos
demais cuidados direcionados a saude geral e a deficiéncia. Para mudar essa realidade, é
preciso que aconteca um trabalho de integracdo e conscientizacdo dos familiares e
profissionais de salde envolvidos na assisténcia desses individuos.

Observar as varias caracteristicas bucais apresentadas por pacientes com Ol é de
grande importancia para o auxilio no diagnostico, classificacdo da doenca e consequente
prognostico. A integracdo médica e odontoldgica proporciona um melhor conhecimento
dessa parcela da populacdo, resultado em um trabalho constante para melhoria da
qualidade de vida desses individuos. O tratamento odontoldgico para pacientes com Ol
ainda € algo desconhecido para muitos profissionais. Deve ser realizado com uma
abordagem diferenciada, que vai desde o conhecimento das alteracbes apresentadas ao
manejo do paciente levando em consideracgdo suas limitagdes.

O ambiente familiar é considerado de extrema importancia para favorecer o
cuidado e a atencdo direcionados as criancas e adolescentes com Ol. A relagdo entre o
estado psicossocial e a saude bucal mostra um novo rumo na proposta de atingir a
promoc¢do de salde. A literatura revela que o estresse apresentado por diversas familias
podem promover diversos prejuizos para a saude como um todo. O SC materno €
considerado um determinante psicossocial para diversas doencas onde representa a saude
do individuo além do conhecimento biologico e de outras areas da ciéncia, evidenciando
uma relacdo forte da saide com a qualidade de vida. Assim, ao mensurar o SC materno,

visamos observar o estado de satde da mée e da familia ligada a ela. Desta forma, o SC
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mostra-se como uma importante ferramenta na promoc¢do de melhoras efetivas da salde
bucal da populacdo, sendo um aliado no trabalho dos setores publicos apropriados e dos

profissionais relacionados.
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APENDICE A

TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Prezada mée / responsavel,

Estou realizando uma pesquisa sobre a salde bucal das criangas/adolescentes com Osteogénese Imperfeita e
sem Osteogénese Imperfeita. O objetivo é aprimorar o conhecimento e as formas de prevencéo e tratamento
odontolégico para as pessoas com Osteogénese Imperfeita e melhoria da sua qualidade de vida e de seus
familiares. A pesquisa consiste em um exame clinico odontolégico do seu filho e também do preenchimento
de um questionario por vocé.

Esclareco que:

As informagdes sobre vocé e seus filho s interessam a vocés. Nos resultados da pesquisa ninguém sabera
seu nome e o do seu filho.

Vocé pode se recusar a responder a qualquer pergunta caso lhe traga algum tipo de constrangimento.

Vocé pode, a qualquer momento, desistir de fazer parte dessa pesquisa.

Caso ndo queira participar da pesquisa, vocé ou seu filho ndo sofrerdo nenhum tipo de prejuizo.

O exame dos dentes sera realizado com um espelho clinico, sonda, gaze e algodao (todos esterilizados). A
dentista usara luvas descartaveis, avental, gorro e mascara descartavel. Este é um simples exame que nédo
oferece riscos de nenhuma natureza para seu filho.

Caso seja constatada necessidade de tratamento odontolégico, vocé sera alertada e orientada sobre as
providéncias a serem tomadas.

As informacBes coletadas sdo especificas para esta pesquisa, sendo que os resultados serdo divulgados
através de artigos cientificos e apresentacfes orais e escritas em congressos de salde.

Essa pesquisa esta autorizada pelo Comité de Etica em Pesquisa (COEP) da Universidade Federal de Minas
Gerais.

Contando com sua participacdo, agradeco a colaboracéo.

Suélen Alves Teixeira (aluna de mestrado)

Eu, , apols ler e entender o objetivo da pesquisa
descrita, concordo em responder o questionario e autorizo a realizacdo do exame dos dentes do meu filho.

Assinatura da méae / responsavel

Aluna de mestrado: Suélen Alves Teixeira (31- 9144-2572)
Orientadora: Profa. Dra. Ana Cristina Borges de Oliveira (Tel: 31-3409-2442/2448)

Comité de Etica em Pesquisa da Universidade Federal de Minas Gerais
End.: Av. Antonio Carlos, 6.627 - Unidade Administrativa Il - 2° andar - Sala 2005, Campus Pampulha,
CEP: 31270-901 - Belo Horizonte - MG, telefax: 31-3409-4592



APENDICE B

DATA:

NO
12 PARTE - INFORMACOES SOBRE A CRIANCA / ADOLESCENTE

A) IDENTIFICACAO

Nome da crianc¢a/adolescente:

Cidade onde a crianca/adolescente vive:

Tipo de Osteogénese Imperfeita (prontuario):

Nome da mae/responsavel: Tel:

1) A crianga/adolescente é do sexo:
0 ( ) masculino 1( ) feminino

2) A cor da pele da crianga/adolescente é:

0( )branca 1( )preta 2 () parda 3( )amarela 3 ( ) indigena
3) Qual a idade da crianca/adolescente? anos.
0 ( ) 03-06 anos 1( )07-11 anos 2 ( )12-14 anos 3( ) 15-18 anos

4) Quem é o responsavel pela crianca/adolescente a maior parte do tempo?
0( )mae 1( ) pai 2( )avé 3 () outra pessoa

B) HABITOS COMPORTAMENTAIS E HISTORIA MEDICA

5) Ele (a) teve dor de garganta nos ultimos seis meses?

0( )sim 1( )ndo

6) Ele (a) teve dor de ouvido nos ultimos seis meses?
0( )sim 1( )néo

7) Ele (a) faz uso frequente de algum medicamento?
0( )sim 1( )ndo

Se sim, qual?

0 ( ) Pamidronato  1( ) outro:

8) Ele (a) foi (ou ainda é) amamentado no peito?
0( )sim 1( )nédo

Se sim, até que idade?
0( )aindamamanopeito 1( )<6meses 2( )6-18meses 3( )19-24meses 4 ( ) mais de 24 meses

9) Ele (a) usou (ou ainda usa) mamadeira?
0( )sim 1( )néo

Se sim, até que idade?
0 ( ) aindausa mamadeira 1 ( )até 12meses 2( )13-24 meses 3 ( )25-36 meses 4 ( ) mais de 36 meses




10) Ele (a) usou (ou ainda usa) chupeta?
0( )sim 1( )ndo

Se sim, até que idade?
0 ( )aindausachupeta 1( )até12meses 2( )13-24meses 3 ( )25-36 meses 4 ( ) mais de 36 meses

Se sim, em que momento? 0 ( ) quando acordado 1 ( ) quandodorme 2 ( ) otempo todo

11) Ele (a) chupa (ou chupou o dedo?
0( )sim 1( )ndo

Se sim, até que idade?
0 ( )aindachupadedo 1( )até 12meses 2( )13-24meses  3( ) 25-36 meses  4( ) mais de 36 meses

Se sim, em que momento? 0 ( ) quando acordado 1 ( ) quandodorme 2 ( ) otempo todo

12) Ele (a) tem o habito de “ficar mordendo” algum dedo / roer unha?
0( )sim 1( )ndo

13) Ele (a) ja foi submetido a alguma cirurgia?
0( )sim 1( )néo

Se sim, qual? 0 ( ) Ortopédica 1 ( ) amigdala/adendide 2 ( ) Coracdo 3 ( ) outra:

C) INFORMAGCOES GERAIS

14) Ele (a) ja foi ao dentista?
0( )sim 1( )ndo

a) Se sim, qual o motivo da 12 consulta?
0 () prevencdo 1 () dor de dente/carie 2 () erupgdo dos dentes 3 ( ) extragdo 4 ( ) Outro:

b) Foi dificil encontrar um dentista para atendé-lo? 0( )sim 1( )néo
Se sim, por qué?
0() dificil conseguir vaga 1() dificil encontrar um dentista que atenda paciente com osteogénese 2( ) Outro

¢) Vocé gostou do atendimento que ele (a) recebeu? 0 () Sim 1( )Nao
Por qué?:

d) Ele (a) usa ou usou aparelho nos dentes? 0 ( )Sim 1( ) N&o

15) Vocé escova os dentes dele (a)?
0( )sim 1( )ndo

a) Se sim, quando? 0 ( ) todos os dias 1 ( ) de vez em quando
Se todos os dias, quantas vezes/dia? 0 ( ) 3ou+vezes 1( )2vezes 2( )1lvez

16) Vocé ja recebeu orientacdo de algum profissional que cuida (ou ja cuidou) dele (a), para leva-lo ao
dentista?
0( )sim 1( )ndo

a) Se sim, qual profissional? 0() médico 1( ) fonoaudidlogo 2( ) professora  3( ) outro:

b) Se sim, qual o motivo?
0() prevencdo 1() dor de dente /carie 2( ) erupcdo dos dentes 3( ) avaliagdo ortodontica 4( ) Outro




17) Como vocé considera a aparéncia dos dentes dele?
O0( )péssima 1( )ruim 2( )boa 3( )excelente

Por qué?

D) CRITERIO DE CLASSIFICAGAO ECONOMICA BRASIL

18) Até que série o chefe da casa da crianga/adolescente estudou (ou estuda)?
0 () analfabeto / primario incompleto
1 () priméario completo (42 série) / ginasial incompleto
2 () ginasial completo (82 série) / colegial incompleto
3 ( ) colegial completo (2° grau) / superior incompleto
4 () superior completo

19) Na casa da crianca/adolescente tem......... ? Quantos (as)?

0( )TV emcores 5 () aspirador de pé

1 ( ) rédio/ aparelho de som (excluindo o do carro) 6 () maquina de lavar roupa ou tanquinho
2 () banheiro 7( )DVD ou video-cassete

3( )carro 8 ( ) geladeira

4 () empregada doméstica mensalista 9 () freezer (aparelho independente

ou parte da geladeira duplex)

22 PARTE - INFORMACOES SOBRE VOCE:

20) Qual a sua idade? anos.
0 ( )até 25 anos 1( )26-35anos 2 () 36-45anos 3 () 46 anos ou mais

21) Até que série vocé estudou (ou estuda)?
0 ( ) analfabeto / primério incompleto
1 () primario completo (42 série) / ginasial incompleto
2 () ginasial completo (82 série) / colegial incompleto
3 ( ) colegial completo (2° grau) / superior incompleto
4 () superior completo

22) Como vocé considera a aparéncia dos seus dentes?
O0( )péssima 1( )ruim 2( )boa 3( )excelente

Por qué?




APENDICE C

DATA:
NO
NOME DA CRIANCA / ADOLESCENTE
FICHA DE AVALIACAO CLINICA ODONTOLOGICA
| 1) Selamento labial | 0( ) Presente | 1( )Ausente |
| 2) Respiracéo | 0( ) Nasal | 1( ) Bucal |
3) Dentinogénese 0 ( ) Presente 1( ) Ausente
Imperfeita 0 ( ) deciduos 1 ( ) permanentes
Dente (s):
Coroa dentéria:
() com alteracdo: Forma:
() sem alteracdo
EXAME OCLUSAL
‘ 5) Apinhamento dentario ‘ 0 ( ) Presente dentes: ‘ 2( ) Ausente ‘
6) Overjet / 0 ( ) Normal 1( ) Aumentado / 2( ) Mordida 3( ) Ausente
trespasse horizontal Protruséo CRUZADA ant.
7) Overbite / 0 ( ) Normal 1( ) Aumentado 2( ) Mordida 3( ) Ausente | 4( ) Topo
trespasse vertical -mordida profunda- | ABERTA ant.
8) Mordida cruzada posterior 0( )Presente  __ Unilateral __ Bilateral 1 ( ) Ausente

MA OCLUSAO (Resultado final)

0( )Presente 1( ) Ausente



INDICE DE HIGIENE ORAL SIMPLIFICADO (IHOS)

Presenca de placa / calculo dental

Superficie
vestibular

Cddigo

Placa

Calculo

Dente 11 /51

Dente 31/ 71

Dente 16 / 55

Dente 26 / 65

TOTAL 1 (T1):

RESULTADO FINAL (T1 + T2):

Superficie Cédigo
lingual
Placa | Célculo
Dente 36 / 75
Dente 46 / 85

TOTAL 2 (T2):

(soma dos cédigos de cada dente dividida pelo total de dentes examinados)

0(
K

) 0 a 1/ Satisfatéria
)1,1a2/Regular

2(
3(

) 2,1 a 3/ Deficiente
) a partir de 3,1/ Muito ruim

Critérios diagnosticos e codigos usados no HOS.

Critérios para placa Cddigo Critérios para célculo dental Cddigo
Inexisténcia de placa 0 Inexisténcia de calculo 0
Pouca placa (< de 1/3) 1 Pouco calculo (< de 1/3) 1
Placa cobrindo + que 1/3 e - de 2/3 2 Calculo cobrindo + de 1/3 e - de 2/3 2
Placa cobrindo + de 2/3 3 Calculo cobrindo + de 2/3 3
Dente indice e substituto inexistentes X Dente indice e substituto inexistentes X

Carie dentaria
55 54 53 52 51 61 62 63 64 65
17 16 15 14 13 12 11 21 22 23 24 25 26 27
a7 46 45 44 43 42 41 31 32 33 34 35 36 37
85 84 83 82 81 71 72 73 74 75
HiGIDO (H) EXTRAIDO (E)

CARIE cavitada (C)
RESTAURADO (R)
AUSENTE (A)

RESTO radicular (R r) -

RESTAURAGAO ausente (Ra)

CARIE DENTARIA (Resultado final)

0(

) Presente

1( )Ausente
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ANEXO A

UNIVERSIDADE FEDERAL DE
MINAS GERAIS
PROJETD DE PESGUISA

THula: IHu"EETI-:'_-‘.PfI;aLE-DE OSTEDEENESIS IMPERFECTA PELA AMALISE DOS GENES
CONHECIDOS E NOVOS GEMES CANDIDATOS EM PACIEMTES BRASILEIRCS E

Area Tematica:

Araz 1. Zenetica Humana

Vemm3o: 2

Casr  [3027E12.7.0000.5149
Posquisador:  Eugénla Ribsim Valadares

Imstitulglo:  Hospital das Clinkcas - Univensidade Federal de
Minas Geraks

PARECER COMSUBSTAMNCIADC DO CEP

Mjrmero oo Parscar E3387
C:ats da Redatora: R e

Apresantac-io do Projats;
A gocumentacdo apresentada consta o Relatdno de Pesquisa, Parecer Corsubstanclado &3 Cimara
Departamental, Reglstn na DEPE-HC-UFKG & TCLES para as diversas Talkas etarlas.
A presanta pesquisa visa ldentificar as mutagies causadoras de Ol nas populagies alemd 2 brasielra,
descobar nowos genes causadones de Of por sequenclamanto do exoma, & esiabalecer comelagi E;
fendtipo. Além 43 contribuico clentifica para elucidar este complexo grupo de doengas, o conhedmento
Dases mokeculares & 3 comelagdo gendtipo-Tenclipo irardo beneflcios para 3 abordagem Indvidual de cada
pacients &
para 0 aconselamento genglco. & Ostengenssls Imperfecta (O1), fambem conhecida com 0onGa 906 DES0E
de widm, & um grupo de doencas clinicaments & gensticamenia hetengenes, caradisizado por suscetinlidads
?mnml WMmWWHEWMMWmMMIMMW

ITar

dentinoganese Imperaita, escleras azuis, balxa estabura, & perda audliva. A malona dos casos de Ol &
calsada por mutaco genatica em genss de colageno |, COL1AT e COL1AZ. Oulros genes reiacionados 3
miadficagdo pos-fraducional de malécuias de colageno o2 tipo |, tals como CRTAP, LEPRE1, PPIS,
SERPINH1, FKBR10, SERPINF1 & S5PT 18m sldo relacionados a Ol. A compiexidade genédica das bases
moleculares das O tem sldo revelada nos (EMos anos, & 30 mesmo =mpo exiensa varabilidade fenolipica
resufianbe de lod Indlviduals tem
sido documentada. A recomendacio do Grupo de Mosoiogla da Socedadge Imemackonal de

Displasias Ssqueldticas em publicagdo de 2011 & manter 3 classiflcacdo de Shlence como a Torma probotiplca &
unhersaimente aceia pama classiicar o grau de gravidade ra O, e llberta-ia de refienéncia molecular direta.

Objathvo g Pagquiea;
Cijetivo Primara:
lgentificar 35 mutaches de um gnupo heterogenso de brasielos & Aemdss com O 08 causa genétca nao
essiarecida.

Seundanio

Identificar nowos genes candidatos para Of. Estabelecer comelagies gendtipo-fenatipo. Melhorar o
aconselhamenta gendtico famillar. Propiciar subsidios para cukdados meadicos e terap2utica Daseados em
medicing personalzata.

avallagao dos Riscos & Benefichoa

Risore:
A pesquisa ndo pferece Msco lgUm 306 paridpantss, somente o desconforto da plada da aguina durants 3

coleta de sangue.
Benefidos:;

Endeisgol  Av. Fresidests Sctine Carlos 8227 I &3 B 2005

Ealing. Undede Adminmsbeiva || OB S STOuaE

. WG Maunmlclpha: BELD HORLZOKTE

Telefone. J134-0FH5 Fax: T1E4RHE E-mall: ooasifprog ufmg b, coscifredorinatog B



UNIVERSIDADE FEDERAL DE

MINAS GERAIS

Saber qual 3 mUEagn calEatoE da Oetengéness Imperalta
Comentarios e Consldaragiies sobre 3 Peaquisa:

1. Pagientes: Padenies braslieins & alemdes com O ge causa genétlca ndo Kenifoada 2 Coleta de dados
ciinice: avallaches médea e odonfoidgica e revisdo de pronherios dos pacientes nas Instfulpbes de ongam.
3.Andilses moleculares: Cena de 90% dos Indvigucs com O 530 heteroagotas para mutapdes causadoms em
COL1AT & COL1AZ. A maloria do restante de Indviduos afetados tam TeCEsElVAS BM QENES COMo

CHRTAP, FKBP10, LEPRE1, PLOD2Z, PPIE, SERPINF1, SERFINH] & SHT, ou em oulros genes alnda
desconhecidos. O material para o tesie s2rd DHA gendmico 3 parlir de 5 mi 92 sangus vanoso.

Conalderagdes sobre os Termos oa apreasntagao obrigatona:
rnido i nowas consideracles. pmjeto aprovado.
Recomendagies:
A pesquisationa responey as dilgencias confme sollcitadas. Projeto aprovack.
Conciuadas ou Pendénclss & Lista de Inadequagies:

Trata-6e de um projeto de pasquisa da Profa Eugenia Ribeir Valadares a ser conturido na Universidade de
Frelbuny, Alemanha.

Emm%ammmm.

Agrovado
Hacesslta Apraciagio da COMER:

Han
Conslderagies Finals a criténo do CEP:

Agnwado coMiDme parecer.
BELC HORIZONTE, 25 o AQosio de 2012

Emmnes pot
mewm

Endaietni  Av. Fresdesie Asiinio Carlos BE2T ¥ Ad B 2005

Ealtra. Urndede Admimskwtya || CIEF: & 2F0adn

. NG Munlslpla: BELD HORIZOKTE

Telefone. 37134-1R45 Fax! 1340043 E-mall: coasiipeg uimg b, cossifreiorinatmg br



ANEXO B

DATA:

NOME DA CRIANCA/ADOLESCENTE

NO

SENSO DE COERENCIA MATERNA

INSTRUCOES PARA AS PERGUNTAS:

Aqui estdo 13 perguntas sobre varios aspectos da sua vida.

Cada pergunta tem 5 respostas possiveis.
Marque com um X a opgédo que melhor expresse a sua maneira de pensar e sentir em
relacdo ao que esta sendo falado.
Dé apenas uma Unica resposta em cada pergunta, por favor.

Um enorme um Nem Um prazer Um enorme
sofrimento e sofrimento e | aborrecimento | e satisfacdo prazer e
aborrecimento | aborrecimento | nem satisfacdo satisfacdo
1- Aquilo que vocé faz
diariamente é€:
Sem nenhum Com poucos Com alguns Com muitos Repleta de
Objetivo Objetivos Obijetivos objetivos objetivos

2- Até hoje a sua vida tem sido:

Nunca Poucas Algumas Muitas Sempre

Vezes Vezes vezes

3- Vocé tem interesse pelo que se
passa ao seu redor?
4- Vocé acha que vocé é tratada
com injusti¢a?
5- Vocé tem ideias e sentimentos
confusos?
6- VVocé acha que as coisas que
voceé faz na sua vida tém pouco
sentido?
7- Ja lhe aconteceu ter ficado
desapontada com pessoas em quem
vocé confiava?

Nunca Poucas Algumas Muitas Sempre

Vezes Vezes vezes

8- Vocé tem sentimentos que
gostaria de ndo ter?




9- Vocé tem divida se pode
controlar seus sentimentos?

10- Ja Ihe aconteceu de ficar
surpreendida com o comportamento
de pessoas que vocé achava que
conhecia bem?

11- Em algumas situacdes, as
pessoas sentem-se fracassadas.
Vocé ja se sentiu fracassada?

12- Voce sente que estd numa
situacdo pouco comum, e sem saber
0 que fazer?

Totalmente
Errada

Errada

Nem correta e
Nem errada

Correta

Totalmente
correta

13- As vezes acontecem coisas na
vida da gente que depois achamos
gue ndo demos a devida
importancia. Quando alguma coisa
acontece na sua vida, vocé acaba
achando que deu a importancia:

Obrigada por sua colaboracéo. Ela foi muito importante!




ANEXO C

Normas para publicacdo do periédico Community Dentistry and Oral Epidemiology

Author Guidelines

1. GENERAL

The aim of Community Dentistry and Oral Epidemiology is to serve as a forum for
scientifically based information in community dentistry, with the intention of continually
expanding the knowledge base in the field. The scope is therefore broad, ranging from
original studies in epidemiology, behavioral sciences related to dentistry, and health
services research through to methodological reports in program planning, implementation
and evaluation. Reports dealing with people of all age groups are welcome.

The journal encourages manuscripts which present methodologically detailed scientific
research findings from original data collection or analysis of existing databases. Preference
is given to new findings. Confirmation of previous findings can be of value, but the journal
seeks to avoid needless repetition. It also encourages thoughtful, provocative commentaries
on subjects ranging from research methods to public policies. Purely descriptive reports are
not encouraged, nor are behavioral science reports with only marginal application to
dentistry.

Knowledge in any field only advances when research results and policies are held up to
critical scrutiny. To be consistent with that view, the journal encourages scientific debate
on a wide range of subjects. Responses to research results and views expressed in the
journal are always welcome, whether in the form of a manuscript or a commentary. Prompt
publication will be sought for these submissions. Book reviews and short reports from
international conferences are also welcome, and publication of conference proceedings can
be arranged with the publisher.

Please read the instructions below carefully for details on the submission of manuscripts,
the journal's requirements and standards as well as information concerning the procedure
after acceptance of a manuscript for publication in Community Dentistry and Oral
Epidemiology. Authors are encouraged to visit Wiley Blackwell Author Services for
further information on the preparation and submission of articles and figures.

4. MANUSCRIPT FORMAT AND STRUCTURE

4.1. Page Charge

Articles exceeding 7 published pages are subject to a charge of USD 300 per additional
page. One published page amounts approximately to 5,500 characters (including spaces) of
text but does not include figures and tables.


http://authorservices.wiley.com/bauthor/

4.2. Format

Language: All submissions must be in English; both British and American spelling
conventions are acceptable. Authors for whom English is a second language must have
their manuscript professionally edited by an English speaking person before submission to
make sure the English is of high quality. It is preferred that manuscript is professionally
edited. A list of independent suppliers of editing services can be found at
http://authorservices.wiley.com/bauthor/english_language.asp. All services are paid for and
arranged by the author, and use of one of these services does not guarantee acceptance or
preference for publication.

Font: All submissions must be double spaced using standard 12 point font size.

Abbreviations, Symbols and Nomenclature: Authors can consult the following source:
CBE Style Manual Committee. Scientific style and format: the CBE manual for authors,
editors, and publishers. 6th ed. Cambridge: Cambridge University Press, 1994

4.3. Structure

All manuscripts submitted to Community Dentistry and Oral Epidemiology should follow
the guidelines regarding structure as below.

Title Page: should include a title of no more than 50 words, a running head of no more
than 50 characters and the names and institutional affiliations of all authors of the
manuscript should be included.

Abstract: All manuscripts submitted to Community Dentistry and Oral Epidemiology
should use a structured abstract under the headings: Objectives — Methods — Results —
Conclusions.

Main Text of Original Articles should include Introduction, Materials and Methods and
Discussion.

Introduction: should be focused, outlining the historical or logical origins of the study and
not summarize the results; exhaustive literature reviews are not appropriate. It should close
with the explicit statement of the specific aims of the investigation.

Materials and Methods must contain sufficient detail such that, in combination with the
references cited, all studies reported can be fully reproduced. As a condition of publication,
authors are required to make materials and methods used freely available to academic
researchers for their own use.

Discussion: may usually start with a brief summary of the major findings, but repetition of
parts of the abstract or of the results sections should be avoided. The section should end
with a brief conclusion and a comment on the potential clinical program or policy
relevance of the findings. Statements and interpretation of the data should be appropriately
supported by original references.


http://authorservices.wiley.com/bauthor/english_language.asp

4.4. References

Authors are required to cite all necessary references for the background to their research,
methodology they adopted and issues discussed. Primary sources should be cited. Relevant
references published in CDOE are expected to be among the cited literature.

The list of references begins on a fresh page in the manuscript, using the Vancouver
format. References should be numbered consecutively in the order in which they are first
mentioned in the text. Identified references in the text should be sequentially numbered by
Arabic numerals in parentheses, e.g., (1,3,9). Superscript in-text references are not
acceptable in CDOE. For correct style, authors are referred to: International Committee of
Medical Journal Editors. Uniform requirements for manuscripts submitted to biomedical
journals: writing and editing for biomedical publication. http://www.icmje.org October
2004. For abbreviations of journal names, consult

http://www.ncbi.nlm.nih.gov/nlmcatalog/journals.

Avoid reference to 'unpublished observations', and manuscripts not yet accepted for
publication. References to abstracts should be avoided if possible; such references are
appropriate only if they are recent enough that time has not permitted full publication.
References to written personal communications (not oral) may be inserted in parentheses in
the text.

We recommend the use of a tool such as Reference Manager for reference management
and formatting. Reference Manager reference styles can be searched for here:
www.refman.com/support/rmstyles.asp

Examples of the Vancouver reference style are given below:

Journals
Standard journal article

(List all authors when six or fewer. When seven or more, list first six and add et al.)

Widstrom E, Linna M, Niskanen T. Productive efficiency and its determinants in the
Finnish Public Dental Service. Community Dent Oral Epidemiol 2004;32:31-40.

Corporate author

WHO Collaborating Centre for Oral Precancerous Lesions. Definition of leukoplakia and
related lesions: an aid to studies on oral precancer. Oral Surg Oral Med Oral Pathol
1978;46:518-39.

Books and other monographs
Personal author(s)

Fejerskov O, Baelum V, Manji F, Mgller 1J. Dental fluorosis; a handbook for health
workers. Copenhagen: Munksgaard, 1988:41-3.


http://www.icmje.org/
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/nlmcatalog/journals
http://www.refman.com/
http://www.refman.com/support/rmstyles.asp

Chapter in a book

Fomon SJ, Ekstrand J. Fluoride intake. In: Fejerskov O, Ekstrand J, Burt BA, editors:
Fluoride in dentistry, 2nd edition. Copenhagen: Munksgaard, 1996; 40-52.

4.5. Tables, Figures and Figure Legends

Tables are part of the text and should be included, one per page, after the References. All
graphs, drawings, and photographs are considered figures and should be sequentially
numbered with Arabic numerals. Each figure must be on a separate page and each must
have a caption. All captions, with necessary references, should be typed together on a
separate page and numbered clearly (Fig.1, Fig. 2, etc.).

Preparation of Electronic Figures for Publication

Although low quality images are adequate for review purposes, print publication requires
high quality images to prevent the final product being blurred or fuzzy. Submit EPS
(lineart) or TIFF (halftone/photographs) files only. MS PowerPoint and Word Graphics are
unsuitable for printed pictures. Do not use pixel-oriented programmes. Scans (TIFF only)
should have a resolution of 300 dpi (halftone) or 600 to 1200 dpi (line drawings) in relation
to the reproduction size (see below). Please submit the data for figures in black and white
or submit a colour work agreement form. EPS files should be saved with fonts embedded
(and with a TIFF preview if possible).

For scanned images, the scanning resolution (at final image size) should be as follows to
ensure good reproduction: line art: >600 dpi; half-tones (including gel photographs): >300
dpi; figures containing both halftone and line images: >600 dpi.

Further information can be obtained at Wiley Blackwell’s guidelines for figures:
http://authorservices.wiley.com/bauthor/illustration.asp.

Check your electronic artwork before submitting it:

http://authorservices.wiley.com/bauthor/eachecklist.asp

Permissions: If all or parts of previously published illustrations are used, permission must
be obtained from the copyright holder concerned. It is the author's responsibility to obtain
these in writing and provide copies to the Publishers.

Colour Charges: It is the policy of Community Dentistry and Oral Epidemiology for
authors to pay the full cost for the reproduction of their colour artwork, if required.
Therefore, please note that if there is colour artwork in your manuscript when it is accepted
for publication, Wiley Blackwell require you to complete and return a Colour Work
Agreement Form before your manuscript can be published. Any article received by Wiley
Blackwell with colour work will not be published until the form has been returned. If you
are unable to access the internet, or are unable to download the form, please contact the
Production Editor Eunice Chow, cdoe@wiley.com. Please send the completed Colour
Work Agreement to:



http://onlinelibrary.wiley.com/journal/10.1111/%28ISSN%291600-0528/homepage/CDOE_SN_Sub2000_F_CoW.pdf
http://authorservices.wiley.com/bauthor/illustration.asp
http://authorservices.wiley.com/bauthor/eachecklist.asp
http://onlinelibrary.wiley.com/journal/10.1111/%28ISSN%291600-0528/homepage/CDOE_SN_Sub2000_F_CoW.pdf
http://onlinelibrary.wiley.com/journal/10.1111/%28ISSN%291600-0528/homepage/CDOE_SN_Sub2000_F_CoW.pdf
mailto:cdoe@wiley.com

Customer Services (OPI)
John Wiley & Sons Ltd, European Distribution Centre, New Era Estate, Oldlands Way
Bognor Regis, West Sussex, PO22 9NQ

In the event that an author is not able to cover the costs of reproducing colour figures in
colour in the printed version of the journal, Community Dentistry and Oral Epidemiology
offers authors the opportunity to reproduce colour figures in colour for free in the online
version of the article (but they will still appear in black and white in the print version). If
an author wishes to take advantage of this free colour-on-the-web service, they should
liaise with the Editorial Office to ensure that the appropriate documentation is completed
for the Publisher.

Figure Legends: All captions, with necessary references, should be typed together on a
separate page and numbered clearly (Fig.1, Fig. 2, etc.).

Special issues: Larger papers, monographs, and conference proceedings may be published
as special issues of the journal. Full cost of these extra issues must be paid by the authors.
Further information can be obtained from the editor or publisher.

5. AFTER ACCEPTANCE

Upon acceptance of a manuscript for publication, the manuscript will be forwarded to the
Production Editor who is responsible for the production of the journal.

5.1 Proof Corrections

The corresponding author will receive an email alert containing a link to a web site. A
working email address must therefore be provided for the corresponding author. The proof
can be downloaded as a PDF (portable document format) file from this site.

Acrobat Reader will be required in order to read this file. This software can be downloaded
(free of charge) from the following Web site:

www.adobe.com/products/acrobat/readstep2.html. This will enable the file to be opened,
read on screen, and printed out in order for any corrections to be added. Further
instructions will be sent with the proof. Hard copy proofs will be posted if no e-mail
address is available; in your absence, please arrange for a colleague to access your e-mail
to retrieve the proofs. Proofs must be returned within three days of receipt.

As changes to proofs are costly, we ask that you only correct typesetting errors. Excessive
changes made by the author in the proofs, excluding typesetting errors, will be charged
separately. Other than in exceptional circumstances, all illustrations are retained by the
publisher. Please note that the author is responsible for all statements made in his work,
including changes made by the copy editor.

5.2 Early View (Publication Prior to Print)

Community Dentistry and Oral Epidemiology is covered by Wiley Blackwell's Early
View service. Early View articles are complete full-text articles published online in
advance of their publication in a printed issue. They have been fully reviewed, revised and
edited for publication, and the authors' final corrections have been incorporated. Because
they are in final form, no changes can be made after online publication. The nature of Early


http://www.adobe.com/products/acrobat/readstep2.html

View articles means that they do not yet have volume, issue or page numbers, so Early
View articles cannot be cited in the traditional way. They are therefore given a Digital
Object Identifier (DOI), which allows the article to be cited and tracked before it is
allocated to an issue. After print publication, the DOI remains valid and can continue to be
used to cite and access the article.
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