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RESUMO 

 

Em meados de 2015, a infecção pelo vírus Zika durante o período pré-natal foi associada a 

desfechos desfavoráveis, como microcefalia e outras anomalias cerebrais graves. A infecção 

por esse vírus se tornou preocupante, ganhando atenção internacional, devido a um aparente 

aumento de 20 vezes na incidência de microcefalia durante o surto dessa doença no Brasil. 

Estudos posteriores concluíram que o fenótipo apresentado envolvia não apenas a microcefalia, 

mas constituía um novo padrão de defeitos congênitos chamado síndrome congênita do Zika 

(SCZ). Previamente, estudo transversal demonstrou que indivíduos afetados pela SCZ 

apresentam uma maior prevalência de frênulo lingual posicionado posteriormente ou 

submucoso. Entretanto, a presente dissertação objetivou avaliar frênulos orais de crianças 

portadoras de SCZ e possíveis associações existentes entre alterações neurológicas e os 

fenótipos de frênulos orais observados nessa população. O presente trabalho dispõe de um 

delineamento longitudinal, fazendo parte de um projeto de coorte multidisciplinar mais amplo. 

A amostra final do estudo foi composta por 63 crianças com diagnóstico de SCZ, na faixa etária 

de 1 a 20 meses, de ambos os sexos. A coleta de dados foi realizada em quatro momentos 

distintos, distribuídos em um período de 30 meses. Trinta e uma crianças saudáveis, na mesma 

faixa etária e de ambos os sexos, compuseram o grupo controle. Os bebês passaram por 

avaliações clínicas e neurológicas completas feitas por uma equipe multidisciplinar. Em 

seguida, a coleta de dados incluiu avaliações anatômicas intraorais, realizadas por um 

odontopediatra. O frênulo lingual foi avaliado observando-se os seguintes aspectos: 

visibilidade, espessura e nível de fixação. Os frênulos labiais foram examinados através do 

afastamento dos lábios superior e inferior, seguido de pressão bidigital. Foram utilizados os 

protocolos de Coryllos et al. (2004) e Kotlow (2013) para a classificação dos frênulos lingual e 

labiais respectivamente. As associações entre variáveis categóricas, como disfagia 

(presença/ausência), contraturas congênitas (presença/ausência), tipo de frênulo lingual, tipo de 

frênulo labial superior e tipo de frênulo labial inferior, foram testadas pelos testes do qui-

quadrado e exato de Fisher. O nível de significância foi estabelecido em p < 0,05. Uma 

quantidade significativa de crianças com SCZ possui o frênulo labial superior inserido na região 

da papila, estendendo-se até a região do palato (p = 0,0008), e há uma associação significativa 

entre este tipo de frênulo e a ausência de contraturas congênitas (p = 0,0435). Crianças com 

SCZ apresentaram frênulos labiais inferiores frequentemente inseridos em V (p = 0,001), tendo 

sido observada uma associação significativa entre este tipo de frênulo e a presença de disfagia 

(p = 0,0278). O presente estudo ampliou a compreensão acerca dos fenótipos mais prevalentes 

de frênulos orais em crianças afetadas pela SCZ e demonstra a existência de associação entre 

padrão fenotípico de frênulos orais e alterações neurológicas observadas na referida síndrome. 

Esses achados poderão auxiliar na previsão das manifestações neurológicas da SCZ e indicam 

a necessidade de avaliação de um maior número de pacientes afetados para que se possa 

estabelecer protocolos e previsão de risco do surgimento de tais alterações neurológicas com 

base nos frênulos orais. 

 

Palavras-chaves: Freio Lingual; Freio Labial; Infecção por Zika vírus; Contraturas; 

Transtornos de Deglutição. 
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ABSTRACT 

 

Around 2015, Zika virus infection during the prenatal period was associated with poor 

outcomes such as microcephaly and other serious brain abnormalities. Infection by this virus 

has become a concern, gaining international attention, due to an apparent 20-fold increase in 

the incidence of microcephaly during an outbreak of this disease in Brazil. Later studies 

concluded that the phenotype presented not only involved microcephaly, but constituted a new 

pattern of birth defects, called congenital Zika syndrome (CZS). Previously, a cross-sectional 

study showed that individuals affected by CZS have a higher prevalence of posteriorly 

positioned or submucosal lingual frenulum. However, the present dissertation aimed to evaluate 

the oral frenulum of children with CZS and to evaluate possible associations between 

neurological alterations and the oral frenulum phenotypes observed in this population. The 

present work has a longitudinal design, as part of a broader multidisciplinary cohort project. 

The final study sample consisted of 63 children diagnosed with CZS, aged between 1 and 20 

months of both sexes. Data collection was carried out at four different times, spread over a 

period of 30 months. Thirty-one healthy children, in the same age group, of both sexes made 

up the control group. The babies underwent thorough clinical and neurological evaluations by 

a multidisciplinary team. Then, data collection included intraoral anatomical assessments 

performed by a pediatric dentist. The lingual frenulum was evaluated observing the following 

aspects: visibility, thickness, and level of fixation. The labial frenulum was examined by 

moving the upper and lower lips apart, followed by bidigital pressure. The protocols of Coryllos 

et al. (2004) and Kotlow (2013) for the classification of lingual and labial frenulum respectively. 

The association between categorical variables such as dysphagia (presence/absence), congenital 

contractures (presence/absence), type of lingual frenulum, type of upper labial frenulum, type 

of lower labial frenulum were tested by chi-square and Fisher's exact tests. The significance 

level was set at p < 0.05. A significant number of children with CZS have the superior labial 

frenulum inserted into the papilla region extending to the palate region (p = 0.0008) and a 

significant association between this type of frenulum and the absence of congenital contracture 

(p = 0.0435). Children with CZS had lower labial frenulum frequently inserted in a V (p = 

0.001), and a significant association was observed between this type of frenulum and the 

presence of dysphagia (p = 0.0278). The present study expanded the understanding of the most 

prevalent phenotypes of oral frenulum in children affected by CZS and demonstrates the 

existence of an association between the phenotypic pattern of oral frenulum and neurological 

alterations observed in that syndrome. These findings may help to predict the neurological 

manifestations of CZS and indicate the need to evaluate a greater number of affected patients 

to establish protocols and predict the risk of the emergence of such neurological alterations 

based on the oral frenulum. 

Key words: Lingual Frenum; Labial Frenum; Zika Virus Infection; Contractures; Deglutition 

Disorders. 
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1 INTRODUÇÃO GERAL 

 

1.1 Frênulos orais 

Frênulos orais são, no sentido amplo da palavra, tecidos que conectam diferentes 

estruturas anatômicas orais. Apesar da simplicidade anatômica e do tamanho frequentemente 

reduzido dessas estruturas, do ponto de vista funcional, conferem estabilidade e limitação de 

movimento das estruturas conectadas. Portanto, alterações anatômicas que venham a 

proporcionar uma limitação exacerbada ou deficiente de movimento podem potencialmente 

interferir em funções como sucção, deglutição e fala, podendo ainda interferirem no processo 

de crescimento e desenvolvimento na infância, impactando na qualidade de vida. Alterações 

fenotípicas dos frênulos orais em pacientes portadores de anomalias craniofaciais têm sido 

pouco descritas na literatura, embora saiba-se da associação entre alterações de tais estruturas 

e dificuldade de amamentação, dificuldade de ganho de peso na infância, possibilidade de 

alterações na fala, alterações de erupção dentária e alterações de crescimento dos arcos em 

bebês e crianças sadias (DASGUPTA et al., 2017; KOTLOW, 2013; MARTINELLI, 

MARCHESAN & BERRETIN-FELIX, 2012). 

 

1.2 Classificação dos frênulos orais 

A classificação dos frênulos orais, como qualquer classificação biológica, tem por 

objetivo principal prever o tipo e extensão das alterações anatômicas com o intuito de auxiliar 

na decisão terapêutica, evitar diagnóstico incorreto e erros de planejamento do tratamento. A 

fim de buscar sanar controvérsias, estudos foram realizados com propostas de avaliação dos 

frênulos orais, diferindo em suas metodologias, porém nenhum é universalmente utilizado.  

Para o frênulo lingual, podemos citar como exemplo a ferramenta de avaliação de 

Hazelbaker, desenvolvida para fornecer uma avaliação quantitativa da anquiloglossia, incluindo 

cinco itens de aparência, como comprimento, local de fixação e elasticidade, além de sete itens 

funcionais, como extensão, extensão, escavação e peristaltismo da língua (HAZELBAKER, 

2010), no entanto, esta ferramenta não é amplamente utilizada, pois o processo de pontuação é 

longo e complexo (PRADHAN; YASMIN & SHAH, 2013). 

Em 2012, Martinelli et al. propuseram um protocolo baseado na revisão de literatura 

considerando as variações anatômicas do frênulo lingual, bem como as funções de sucção e 
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deglutição, cujos resultados trouxeram grandes avanços para o diagnóstico da interferência do 

frênulo nos movimentos da língua durante a amamentação. Um desses avanços foi a 

implantação da lei nº 13.002 de 20 de junho de 2014, que obriga a realização do “teste da 

linguinha” durante a triagem neonatal. O protocolo de Martinelli et. al é frequentemente citado 

e utilizado nos estudos, principalmente no Brasil, porém o próprio grupo que criou este sistema 

classificatório admite que este se mostrou muito complexo e longo, indicando necessidade de 

adequações para se tornar um instrumento rápido e de fácil aplicação (MARTINELLI et al., 

2012; MARTINELLI et al., 2015). 

Desde 2018 (nota técnica no 35/2018), o Ministério da Saúde orienta que os 

profissionais que integram a rede de assistência à saúde e de unidades de saúde das 

universidades devem ser qualificados na avaliação do frênulo lingual utilizando o Protocolo 

BTAT (Bristol Tongue Assessment Tool), proposto por Ingram et al. (2015), uma vez que esse 

protocolo abrange praticidade de aplicação, validação envolvendo profissionais não 

especialistas em disfunções orofaciais e capacidade de predição de problemas na amamentação 

(MINISTÉRIO DA SAÚDE, 2018). O protocolo de Ingram et al. (2015) foi comparado com 

outro instrumento que não foi totalmente validado, não podendo ser considerado padrão ouro 

(MARTINELLI et al., 2012; MARTINELLI et al., 2015). 

A classificação de Coryllos correlaciona a função com a aparência e classifica o 

frênulo lingual em quatro diferentes tipos, com base na proximidade da borda superior do 

frênulo (porção do frênulo aderido ao ventre lingual), da ponta da língua. Desta forma, os 

autores descrevem como tipo 1: frênulo preso superiormente à ponta da língua e inferiormente 

adiante da crista alveolar; tipo 2: frênulo superiormente de dois a quatro mm atrás da ponta da 

língua, e inferiormente se prende sobre ou logo atrás da crista alveolar; tipo 3: o frênulo se 

prende superiormente na porção média do ventre da língua, prendendo-se inferiormente ao 

assoalho da boca, frequentemente apresentando-se mais denso e menos elástico; tipo 4: frênulo 

encontra-se posicionado superiormente de encontro à base da língua, com aparência espessa, 

brilhante e inelástica. Os tipos 3 e 4 são menos comumente observados e, como são mais difíceis 

de visualizar, são os mais propensos a não serem tratados. O tipo 4 é o mais provável de causar 

dificuldade com o manuseio e a deglutição do bolo alimentar (CORYLLOS, GENNA & 

SALLOUM, 2004). A Figura 1 ilustra os quatro tipos da classificação proposta por Coryllos: 
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Figura 1 – Classificação de Coryllos 

 

Fonte: MEHANNA, K. 2022; GENNA, C., 2004; acervo da Dra. Cristiane Fonteles. 

 

 

Para a classificação dos frênulos labiais, pode-se citar a tipologia de Sewerin que 

descreve oito diferentes tipos de variações do frênulo maxilar: simples, tectolabial persistente, 

simples com apêndice, simples com nódulo, freio duplo, freio com nicho, frênulo bífido e 

frênulo com duas ou mais variações de cada vez (SEWERIN, 1971). Há também a classificação 

de Mirko et al., que classifica os frênulos labiais com base na inserção, dividindo-os em quatro 

tipos: mucoso, gengival, papilar e papilar penetrante (MIRKO et al.,1974). Os sistemas 

classificatórios de Sewerin e Mirko complementam-se, uma vez que o primeiro fica restrito 

apenas à aparência e o segundo ao nível de inserção.  

Mais recentemente, Kotlow (2013) definiu e identificou as restrições de mobilidade 

do frênulo labial, discutindo os prejuízos que poderiam trazer à amamentação, estabelecendo 

quatro classes de frênulos labiais, tendo como base os pontos de inserção do frênulo no lábio e 

no tecido gengival. O frênulo labial classe I encontra-se preso à margem gengival; classe II diz 

respeito ao frênulo preso à junção entre a gengiva marginal livre e inserida; classe III refere-se 

ao frênulo preso à papila e, por fim, entende-se por classe IV o frênulo preso à papila, 

estendendo-se até o palato duro (FIGURA 2). 

 

Figura 2 – Classificação de Kotlow 

 

Fonte: Kotlow, 2013. 

 



 14 

 

1.3 Frênulos labiais 

Frênulos labiais podem ser definidos como uma faixa fibrosa de tecido preso ao 

osso da mandíbula ou maxilas, sendo anatomicamente compostos por fibras musculares 

originadas a partir do músculo orbicularis oris, revestidas por membrana mucosa, e 

frequentemente visualizadas como discretas pregas teciduais que conectam os lábios superior 

ou inferior ao periósteo subjacente (DASGUPTA et al., 2017; PRIYANKA et al., 2013). No 

bebê edêntulo, o frênulo labial superior muitas vezes estende-se sobre o processo alveolar, 

alcançando a papila palatina. O processo de crescimento dos tecidos orais e posterior erupção 

dentária gera o reposicionamento aparente do frênulo para uma posição mais superior, 

secundária ao crescimento do processo alveolar por meio de aposição óssea (HUANG & 

CREATH, 1995). A avaliação intraoral permite sua visualização a partir da face interna dos 

lábios que se conecta ao vestíbulo da boca e arcos dentais, possuindo revestimento mucoso, 

acompanhando o formato do fundo de saco, onde nota-se uma prega mucosa mediana que 

constitui o frênulo labial propriamente dito (ORIÁ & BRITO, 2016). 

O frênulo labial inicia seu período formativo durante a vida embrionária, por volta 

da décima semana de gestação, e no terceiro mês de vida intrauterina o freio labial do feto já é 

morfologicamente semelhante ao da vida pós-natal, estendendo-se como uma faixa contínua de 

tecido do tubérculo (protuberância) no lado interno do lábio, sobre e através da crista alveolar 

para ser inserido na papila palatina, podendo exibir variações e anomalias, assim como todas as 

outras partes do corpo (HUANG & CREATH, 1995; DASGUPTA et al., 2017). 

 Frênulos labiais alterados podem desencadear diversos problemas orais. Os mais 

conhecidos relacionam-se a alterações dos frênulos labiais superiores, causando problemas 

como restrição dos movimentos dos lábios, estética desfavorável, alterações da fala, 

complicações na terapia ortodôntica, retenção inadequada de próteses, perda de papila, recessão 

gengival e distensão do sulco gengival, tornando-se um sítio de acúmulo de biofilme, podendo 

gerar problemas periodontais (EWEN, 1968; GOLDMAN & COHEN, 1983; DASGUPTA et 

al., 2017) e dificuldades na amamentação, uma vez que o frênulo labial superior alterado impede 

o lábio de se dobrar adequadamente para cima durante a amamentação, impedindo o bebê de 

manter uma pega e uma vedação eficazes na mama, podendo desenvolver mamilos doloridos, 

dutos bloqueados e sinais de baixo suprimento de leite (KOTLOW, 2013). As alterações 

observadas nos frênulos labiais inferiores são pouco descritas na literatura, mas podem ser 
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atribuídas, direta ou indiretamente, à retração gengival na região dos incisivos inferiores 

(GOLDMAN & COHEN, 1983). 

Embora não exista na literatura um sistema classificatório perfeito, aqueles que 

correlacionam a forma com a função parecem atingir melhor o objetivo principal, dado que 

propiciam uma condução mais completa diante da situação clínica. Diante disso, a escala de 

classificação de Kotlow, que propõe que quanto maior o escore, maior a severidade da restrição 

do frênulo e, consequentemente, maior a associação com problemas de função, pode ser 

considerada uma ferramenta adequada na classificação de frênulos labiais (KOTLOW, 2013). 

 

1.4 Frênulo lingual 

O frênulo lingual é comumente descrito como uma discreta prega de tecido 

conjuntivo. No entanto, essa compreensão simplificada da estrutura do frênulo lingual foi 

recentemente descreditada, quando dois estudos usando microdissecção de cadáveres de tecido 

fresco demonstraram que o frênulo lingual é formado também por uma camada de fáscia que 

se estende por todo o assoalho da boca (MILLS et al., 2019; MILLS et al., 2019).  

Durante o desenvolvimento embrionário, por volta do 28º dia após a fertilização, 

um conjunto de células específicas, chamadas células da crista neural, delaminam e migram 

para regiões diferentes no embrião, sendo capazes de se diferenciar em outros tecidos, como 

em tecido cartilaginoso, ósseo e conjuntivo. Subsequentemente, entre a quarta e a sétima 

semana de desenvolvimento embrionário, a cavidade oral se desenvolve, iniciando o período 

formativo dos primórdios embrionários do que se tornará a língua (GROSS & HANKEN, 2008; 

YOUMANS & WINN, 2011; SMITH & SCHOENWOLF, 1997; HUANG & SAINT-

JEANNET, 2004). Tal como acontece com muitos processos no desenvolvimento 

embriológico, a separação ocorre por uma combinação de crescimento do tecido e morte celular 

morfológica programada, chamada apoptose, fazendo com que a língua se separe do assoalho, 

permanecendo presa apenas pelo frênulo, que lhe confere mobilidade necessária e fixação 

adequada, de acordo com a programação genética individualizada de cada embrião, justificando 

a grande variação anatômica encontrada nas alterações de frênulo lingual (KNOX, 2010). 

Ghaheri et al. (2017) afirmaram que o frênulo lingual pode ser caracterizado como normal, 

alterado ou ausente, dependendo dos critérios de avaliação utilizados pelo avaliador. Porém, 

três anos antes, Haham et al. (2014) relataram apenas um frênulo lingual ausente entre 200 
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bebês saudáveis, mostrando que um frênulo lingual verdadeiramente ausente é um achado 

muito raro.  

O frênulo lingual curto, ou sua ausência, caracteriza a anquiloglossia, que seria a 

fusão completa ou parcial da língua com o assoalho da boca, sendo também caracterizada por 

movimentos linguais limitados, podendo levar a uma variedade de problemas, tais como 

dificuldades na alimentação, impedimentos da fala, problemas de desenvolvimento oral, má 

higiene oral, constrangimentos sociais e problemas na amamentação (CORYLLOS, GENNA 

& SALLOUM, 2004; ARAÚJO et al., 2020; SINGH & KENT, 2000). O aleitamento materno 

requer peristaltismo bem definido da frente para a parte de trás da língua, bem como da 

sincronização língua-palato e uma trava adequada para que a transferência de leite seja eficaz, 

do contrário,  podem ser observados sinais de coordenação imperfeita (sons ao deglutir, 

aumento do congestão nasal, diminuição da taxa de respiração durante a sucção), podendo 

trazer problemas como fadiga e irritabilidade no bebê, dor e erosão da pele do mamilo da mãe, 

contribuindo para uma amamentação ineficiente e, consequentemente, trazendo dificuldades de 

ganho de peso ao bebê (CORYLLOS, GENNA & SALLOUM, 2004).  

Embora o frênulo lingual tenha relevância clínica significativa devido ao seu 

potencial de restringir a mobilidade da língua, sua estrutura ainda é pouco compreendida. 

Contudo, apesar de consenso no que tange a descrição anatômica dessas alterações, há 

controvérsia considerável entre os profissionais de saúde quanto ao melhor sistema 

classificatório a ser adotado, impactando na classificação dessas estruturas e indicação ou não 

de correção cirúrgica, trazendo insegurança aos pacientes e pais ao ouvirem de diferentes 

profissionais de saúde opiniões variadas (MARCHESAN, 2005; HALL & RENFREW, 2006; 

SANDERS & MU, 2013). Diante disso, a classificação de Coryllos (CORYLLOS, GENNA & 

SALLOUM, 2004) foi desenvolvida para mostrar que os frênulos restritivos não se estendem 

necessariamente à ponta da língua, visto que a aparência deve sempre ser correlacionada com 

a função para ser significativa, sendo frequentemente usada nos estudos (BAEZA et al, 2017).  

Uma ampla variação anatômica do frênulo lingual foi relatada em crianças 

saudáveis e sindrômicas, tais como síndrome de Ehlers-Danlos, síndrome de Ellis-Van Creveld, 

estenose pilórica hipertrófica infantil, síndrome orofaciodigital, holoprosencefalia e síndrome 

de Moebius (LIMA; DINIZ & SANTOS-PINTO, 2009; MINTZ, SIEGEL & SEIDER, 2005; 

GHAHERI et al., 2017). Mais recentemente, frênulos linguais alterados foram encontrados em 

indivíduos acometidos pela síndrome congênita do Zika vírus (DEL CAMPO et al., 2017; 

CARVALHO et al., 2019; FONTELES et al., 2018).  
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1.5 Síndrome congênita do Zika vírus 

O vírus Zika foi isolado pela primeira vez em 1947 na floresta de Zika, em Uganda. 

Desde então, permaneceu principalmente na África, com surtos pequenos e esporádicos na 

Ásia. Em maio de 2015, as autoridades de saúde pública do Brasil confirmaram a transmissão 

do vírus Zika no Nordeste do país e, desde outubro daquele ano, outros países e territórios das 

Américas relataram a presença do vírus, que é transmitido principalmente pelos mosquitos 

Aedes aegypti, causando geralmente sintomas leves como febre, erupção cutânea, conjuntivite, 

dores musculares e articulares, mal-estar ou dor de cabeça (TALERO-GUTIERREZ et al., 

2018; PLOURDE & BLOCH, 2016; MUSSO & GUBLER, 2016). Além da transmissão pelo 

mosquito, outras formas não vetoriais de transmissão do vírus Zika incluem da mãe para feto 

durante a gravidez (transmissão vertical), transmissão interpessoal durante o contato sexual e 

transmissão por transfusão de sangue. O vírus Zika já foi detectado na saliva, urina e leite 

materno, entretanto a transmissão por meio desses fluidos corporais ainda não foi evidenciada. 

Atualmente, não há vacinas ou terapias específicas viáveis disponíveis, portanto, o controle do 

vetor é o principal método para a prevenção e controle da doença, seja pelo manejo integrado 

de vetores, pela eliminação dos criadouros, ou pela medidas de proteção individual para evitar 

picadas de mosquitos (MINISTÉRIO DA SAÚDE, 2022). 

A infecção pelo vírus Zika está associada a complicações da gravidez, incluindo 

parto prematuro e aborto espontâneo, podendo fazer com que bebês nasçam com microcefalia 

e outras malformações congênitas, conhecidas como síndrome congênita do Zika vírus (SCZ) 

(FIGURA 3). Um risco aumentado de complicações neurológicas está associado à infecção pelo 

vírus Zika em adultos e crianças, incluindo a síndrome de Guillain-Barré, neuropatia e mielite.  

Figura 3 – Criança com síndrome congênita do Zika vírus em sessão de fisioterapia 

 

Fonte: Diário do Nordeste (foto de Fabiane de Paula, publicada em 28 agosto de 2021) 
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Desde outubro de 2015, um total de 27 países e territórios nas Américas relataram 

casos confirmados de síndrome congênita associada à infecção pelo vírus Zika (PAHO / WHO, 

2022).  A transmissão do vírus Zika aos fetos ocorre em aproximadamente 26% das mães 

infectadas e pode ocorrer em todos os três trimestres da gestação, independentemente da 

presença ou ausência de sintomas na mãe, porém o risco de desenvolver defeitos congênitos é 

maior entre as mulheres infectadas durante o primeiro trimestre (MINISTÉRIO DA SAÚDE, 

2022). Conforme dispõe a Portaria de Consolidação nº 4, de 28 de setembro de 2017, a doença 

causada pelo vírus Zika é de notificação compulsória, ou seja, todo caso suspeito ou confirmado 

deve ser obrigatoriamente notificado ao Serviço de Vigilância Epidemiológica (MINISTÉRIO 

DA SAÚDE, 2022). Em maio de 2017, o Ministério da Saúde declarou o fim da Emergência 

em Saúde Pública de Importância Nacional (ESPIN), após avaliação de risco concluir que o 

Brasil não preenchia mais os critérios para definição de emergência. O último boletim 

epidemiológico divulgado no país registra 954 casos confirmados de SCZ em 2015; 1.927 em 

2016; 360 em 2017; 178 em 2018 (MINISTÉRIO DA SAÚDE, 2019). A Figura 4 mostra uma 

tendência decrescente de casos suspeitos e confirmados de infecção pelo vírus Zika observada 

em toda América do Sul a partir de 2017 (OPAS/OMS, 2022).  

 

Figura 4 - Distribuição dos casos suspeitos e confirmados de Zika na região das Américas, entre 

2015 e 2017. 

 

Fonte: Dados fornecidos por países e territórios das Américas e reproduzidos pela OPAS/OMS. 
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No Ceará, não há registros de SCZ desde 2018 (CEARÁ, 2021), mas em 2016, as 

notificações da síndrome congênita associada ao vírus Zika totalizaram 417 casos notificados, 

com 107 confirmados (SECRETARIA DA SAÚDE DO ESTADO DO CEARÁ, 2017), 

conforme detalhado na Tabela 1. 

 

Tabela 1 - Distribuição dos casos notificados e confirmados de SCZ no Ceará, segundo o ano 

de ocorrência. 

Variável Notificados Confirmados 

Ano de ocorrência N % N % 

2015 227 33,7 56 34,4 

2016 417 62,0 107 65,6 

2017 29 4,3 0 0 

Total 673 100,0 163 100,0 

Fonte: RESP/NUVEP/COPROM- (Ceará 2015 – 2017*) 

*Dados atualizados em 02/05/2017 (sujeitos a revisão) 

 

Ainda que a SCZ seja considerada uma doença rara e mesmo com a estabilização 

no número de casos registrados, o Ministério da Saúde continua investindo nas ações de 

prevenção, atenção à saúde e pesquisa, diante disso, quando são identificados sinais e sintomas 

compatíveis com a SCZ ou confirmado diagnóstico, a criança é encaminhada para a estimulação 

neurossensorial, ajudando-a a lidar com problemas de mobilidade motora, fala, postura, entre 

outros. O diagnóstico do Zika vírus é clínico, podendo ser confirmado por meio de exames 

laboratoriais de sorologia e biologia molecular, a fim de descartar outras arboviroses tais como 

dengue e Chikungunya. Os recém-nascidos com suspeita de comprometimento neurológico 

necessitam de exames mais específicos de imagem e acompanhamento multiprofissional 

(MINISTÉRIO DA SAÚDE, 2019). 

Moore et al. (2017) reconheceram que, embora crianças com infecção congênita 

pelo Zika expressas em características comuns a outras infecções congênitas, cinco 

características específicas distinguiram essa nova síndrome como uma entidade única: 

microcefalia grave com crânio parcialmente colapsado, redução de córtices cerebrais com 

padrão específico de lesão cerebral e calcificações subcorticais associadas, achados oculares 

posteriores, incluindo cicatrizes maculares e manchas focais da retina pigmentar; contraturas 
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congênitas envolvendo uma ou múltiplas articulações (artrogripose ou pé torto) e hipertonia 

acentuada logo após o nascimento, com sintomas extrapiramidais.  

Em um estudo conduzido por Schuler-Faccini et al. (2016), os autores observaram 

que onze porcento das crianças com SCZ apresentavam artrogripose, sendo justificado pelo fato 

de que o vírus Zika age através do neurotropismo, afetando as células progenitoras corticais do 

sistema nervoso central quando atravessa a barreira placentária, induzindo assim e lesões 

funcionais e morte celular, ademais há também o desencadeamento de uma cascata 

inflamatória, com liberação de citocinas como resposta ao dano viral, levando a alterações na 

embriogênese. Van der Linden et al. (2016) realizaram estudos com base em imagens 

radiológicas e em eletroneuromiografia em indivíduos com SCZ e artrogripose e viram que as 

articulações dos pacientes avaliados nesse estudo apresentaram alterações neurogênicas, com 

acometimento do sistema central e periférico. 

Fonteles et al. (2021), em um estudo multidisciplinar, definiram as características 

faciais dismórficas na SCZ, concluindo que crianças acometidas pela síndrome tinham faces 

largas e curtas, distância intercantal diminuída, comprimento nasal posterior curto, raiz nasal 

proeminente, asas nasais largas e orelhas inseridas altas e longas. Outras condições importantes 

observadas é que as crianças afetadas pela SCZ podem ter um frênulo lingual posicionado 

posteriormente ou escondido atrás de uma cortina mucosa, bem como podem apresentar 

diferentes níveis de disfagia, tendo uma associação significativa com a presença do frênulo 

lingual posicionado posteriormente (FONTELES et al., 2018).  

A disfagia associada à SCZ pode ser causada por anomalias da anatomia orofacial, 

sensibilidade oral e do trato respiratório superior e alterações na função motora do tubo 

digestivo superior causada principalmente ou secundariamente pela ação direta do vírus, bem 

como pode ser causada por alterações a nível do sistema nervoso central e/ou periférico. Sabe-

se que o processo de deglutição tem três fases (oral, faríngea e esofágica) e a disfagia pode 

resultar de problemas em qualquer uma dessas fases. A fase oral e o início da fase faríngea estão 

sob controle neural voluntário, enquanto a conclusão da fase faríngea e toda a fase esofágica 

estão sob controle neural involuntário, diante disso, a deglutição é um complexo processo 

sensório-motor (LEAL et al., 2017). 

Um estudo in vitro de Bayless et al. (2016) mostrou que o vírus Zika infecta células 

da crista neural craniana, sugerindo que, uma vez que os desenvolvimentos neurológico e facial 

possuem uma gênese em comum, a interferência nessas células pode contribuir para as 
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embriopatias associadas à SCZ. Fonteles et al. (2018) explicaram que o conhecimento prévio 

de que o tecido conjuntivo da língua e a vasculatura derivam de células da crista neural craniana 

leva a propor que a infecção dessas células pode explicar a maior frequência de frênulos linguais 

alterados. 

Ainda não está descrito na literatura se alterações de frênulos labiais se manifestam 

em indivíduos acometidos pela SCZ, nem se alterações de frênulos orais são coincidentes com 

outros achados da referida síndrome. O objetivo do presente trabalho é avaliar frênulos orais de 

crianças portadoras de SCZ e buscar possíveis associações existentes entre alterações 

neurológicas, tais como disfagia e contraturas congênitas, e os fenótipos de frênulos orais 

observados nessa população. 
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2 PROPOSIÇÃO 

 

2.1 Objetivo geral 

Avaliar frênulos orais de crianças portadoras de SCZ e buscar possíveis associações 

existentes entre alterações neurológicas e os fenótipos de frênulos orais observados nessa 

população. 

 

2.2 Objetivos específicos 

Os objetivos específicos selecionados para este estudo foram: 

a) descrever como as possíveis alterações de frênulos orais se manifestam em 

indivíduos acometidos pela SCZ; 

b) investigar se existe relação entre alterações de frênulos orais e a presença de 

transtornos de deglutição; 

c) averiguar se existe relação entre alterações de frênulos orais e a presença de 

contraturas congênitas. 
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3 CAPÍTULOS 

 

Esta dissertação está baseada no Artigo 46 do Regimento Interno do Programa de 

Pós-graduação em Odontologia da Universidade Federal do Ceará que regulamenta o formato 

alternativo para dissertações de Mestrado e teses de Doutorado e permite a inserção de artigos 

científicos de autoria ou coautoria do candidato (Anexo 1). Por se tratar de pesquisa envolvendo 

seres humanos, ou partes deles, o projeto de pesquisa deste trabalho foi submetido à apreciação 

do Comitê de Ética em Pesquisa da Universidade Federal do Ceará, tendo sido aprovado (Anexo 

2). Assim sendo, esta dissertação é composta de um capítulo contendo um artigo submetido 

para publicar em revistas científicas em fase de redação, conforme descrito a seguir: 

“Associação entre fenótipos de frênulos orais, contraturas congênitas e disfagia em 

crianças com síndrome congênita do Zika vírus.” Cavalcante GMFS, Filho FCM, Marinho 

RBV, Marçal FF, Ribeiro TR, Cidrão GP, Monteiro AJ, Pessoa ALS, Ribeiro EM, Fonteles 

CSR. Será submetido à publicação no International Journal of Paediatric Dentistry, conforme 

as orientações para autores estabelecidas pela revista (Anexo 3).  

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 



 24 

 

3.1 Capítulo 1 

 

Association between oral frenulum phenotypes, congenital contractures, and dysphagia 

in children with congenital Zika syndrome 

Grisielle Mary Ferreira de Sá Cavalcante1, Francisco César Monteiro Filho1, Rebeca Bastos 

Vasconcelos Marinho2, Felipe Franco Marçal2, Thyciana Rodrigues Ribeiro1, Gabriella Paiva 

Cidrão Silveira3, André Jalles Monteiro4, André Luiz Santos Pessoa5, Erlane Marques 

Ribeiro5, Cristiane Sá Roriz Fonteles1 

1Faculty of Pharmacy Dentistry and Nursing, Postgraduate Program in Dentistry, 

Federal University of Ceara, Fortaleza, Brazil 

2School of Medicine, Christus University Center, Fortaleza, Brazil 

3Department of Clinical Dentistry, Faculty of Pharmacy Dentistry and Nursing, Federal 

University of Ceara, Fortaleza, Brazil 

4Department of Statistics and Applied Mathematics, Federal University of Ceara, 

Fortaleza, Brazil 

5Albert Sabin Children's Hospital, Fortaleza, Brazil 

Correspondence 

Cristiane Sá Roriz Fonteles, Universidade Federal do Ceará, Faculdade de Farmácia, 

Odontologia e Enfermagem, Programa de Pós-graduação em Odontologia, Rua Monsenhor 

Furtado, 1273. Rodolfo Teófilo CEP 60430-355, Fortaleza, Ceará, Brazil. E-mail: 

cfontele@ufc.br 

 

Author contributions 

Cristiane Sá Roriz Fonteles, André Luiz Santos Pessoa and Erlane Marques Ribeiro conceived 

the ideas; Francisco César Monteiro Filho, Rebeca Bastos Vasconcelos Marinho, Felipe Franco 

Marçal, Thyciana Rodrigues Ribeiro and Gabriella Paiva Cidrão Silveira collected the data; 

Grisielle Mary Ferreira de Sá Cavalcante, Cristiane Sá Roriz Fonteles and André Jalles 

Monteiro analysed the data and led the writing. 

 

mailto:cfontele@ufc.br


 25 

 

Editorial policies and ethical considerations 

Institutional review board approval was granted by the Committee of Ethics in Research of the 

Federal University of Ceara (CEP/UFC/ PROPESQ, protocol approval # 2.041.089), following 

norms and regulations of the National Council of Health, and by the Ethics Committee in 

Research of the Albert Sabin Children's Hospital (CAAE: 57109816.7.0000.5042), through 

protocol #1.743.023. Parents or legal guardians of all children signed informed consent forms 

prior to child's enrollment in the study. 

 

Funding information 

Conselho Nacional de Desenvolvimento Científico e Tecnológico; Fundação Cearense de 

Apoio ao Desenvolvimento Científico e Tecnológico; SUS/PPSUS-CE FUNCAP-SESA-

Decit/SCTIE/MS-CNPq, Grant/Award Number: #PP3-0118-00142.01.00/1. 

 

Acknowledgments 

This study was supported by grant SUS/PPSUS-CE FUNCAP-SESA-Decit/SCTIE/MS-CNPq 

from 01/2017 (#PP3-0118-00142.01.00/17). 

 

Word count 

3.382 words 

 

Resumo 

 

Histórico: Crianças acometidas pela síndrome congênita do Zika vírus (SCZ) possuem 

características craniofaciais e orais específicas. Hipótese ou objetivo: Sabendo que as estruturas 

craniofaciais possuem íntima ligação, este trabalho buscou ter uma melhor compreensão dos 

frênulos orais, bem como a sua relação com contraturas congênitas e disfagia em crianças com 

SCZ. Desenho: A amostra final do estudo foi composta por 63 crianças com a faixa etária de 1 

a 20 meses e, como controle, foram selecionadas 31 crianças saudáveis. Uma equipe 

multidisciplinar avaliou os indivíduos. Os dados neurológicos foram categorizados e 
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subdivididos. Durante a avaliação dos frênulos orais, investigou-se principalmente os aspectos 

anatômicos e nível de inserção. Resultados: Uma quantidade significativa de crianças com SCZ 

possui o frênulo labial superior inserido na região da papila, estendendo-se até a região do palato 

(p = 0,0008), e existe uma associação significativa entre este tipo de frênulo e a ausência de 

contratura congênitas (p = 0,0435). Crianças com SCZ apresentaram frênulos labiais inferiores 

frequentemente inseridos em V (p = 0,001) e há uma associação significativa entre este tipo de 

frênulo e a presença de disfagia (p = 0,0278). Conclusões: O presente estudo alargou a 

compreensão acerca da íntima ligação das estruturas craniofaciais, auxiliando no diagnóstico 

dessa síndrome, podendo estender esse conhecimento até mesmo a outras síndromes.  

 

Palavras-chaves 

 

Anormalidades congênitas, síndrome, infecção pelo vírus Zika, freio lingual, freio 

labial. 

 

Introdução 

 

Em meados de 2015, a infecção pelo vírus Zika durante o período pré-natal foi 

associada a desfechos desfavoráveis, como microcefalia e outras anomalias cerebrais graves1. 

A infecção por esse vírus se tornou preocupante, ganhando atenção internacional desde 2015, 

devido a um aparente aumento de 20 vezes na incidência de microcefalia, após um surto dessa 

doença no Brasil2,3,4, sendo declarada pela Organização Mundial da Saúde como uma 

Emergência de Saúde Pública de Preocupação Internacional5. Estudos posteriores concluíram 

que o fenótipo apresentado envolvia não apenas a microcefalia, mas constituía um novo padrão 

de defeitos congênitos, chamado síndrome congênita do Zika (SCZ)6,7,8. Em 2021, Fonteles et 

al. avaliaram os aspectos faciais de crianças com diagnóstico de SCZ, observando que essas 

tinham as faces largas e curtas, a distância intercantal diminuída, o comprimento nasal posterior 

curto, a raiz nasal proeminente, as asas nasais largas e as orelhas inseridas altas e longas9, mas 

antes, em um outro estudo conduzido pelo mesmo grupo, já havia sido revelado que indivíduos 

afetados pela SCZ apresentaram o frênulo lingual posicionado posteriormente ou submucoso10. 

Ainda é necessário ampliar na literatura como alterações de frênulos orais se manifestam em 

indivíduos acometidos pela SCZ, bem como se as alterações de frênulos labiais e lingual são 

coincidentes nesses indivíduos. O objetivo deste trabalho foi avaliar os aspectos 

morfofuncionais dos frênulos de crianças com síndrome congênita do Zika, buscando uma 



 27 

 

melhor compreensão dessas estruturas orais, bem como os desfechos associados, especialmente 

no que se refere a manifestações neurológicas, a fim de alargar a compreensão acerca da íntima 

ligação das estruturas craniofaciais, auxiliando no diagnóstico desta ou até mesmo de outras 

síndromes. 

 

Material e métodos 

 

Aspectos éticos 

 

Este estudo faz parte de um projeto de pesquisa multidisciplinar mais amplo, 

submetido e aprovado através do Comitê de Ética em Pesquisa da Universidade Federal do 

Ceará (CAAE: 62991316.3.0000.5054), sob número de parecer 2.041.089. A segurança e a 

privacidade dos participantes foram garantidas e os responsáveis legais por cada criança 

participante do estudo assinaram um termo de consentimento livre e esclarecido, no qual foram 

explicados os objetivos, metodologia, bem como riscos e benefícios relacionados.  

 

Desenho, população e localização do estudo 

 

O presente trabalho dispõe de um desenho de estudo longitudinal, fazendo parte de 

um projeto de coorte multidisciplinar mais amplo. Crianças com diagnóstico suspeito de SCZ, 

tratadas por centros de referência do Nordeste do Brasil, foram encaminhadas para participar 

do estudo. A coleta de dados foi realizada na cidade de Fortaleza (Brasil), no Centro de 

Aperfeiçoamento Visual Ver a Esperança Renascer – CAVIVER. 

 

Amostra do estudo e critérios de inclusão 

 

Foram selecionadas 67 crianças com possível diagnóstico de síndrome congênita 

do Zika vírus, com faixa etária de 1 a 20 meses, de ambos os sexos, com ou sem disfagia, com 

ou sem contraturas congênitas. Os critérios de inclusão definidos exigiam que o diagnóstico de 

SCZ fosse confirmado pela presença de evidência sorológica de infecção pelo vírus Zika ou 

pelos critérios estabelecidos por Moore et al11. Quatro crianças foram excluídas do estudo 

devido ao diagnóstico não confirmado de SCZ. Todas as crianças incluídas no estudo nasceram 

de mães com possível ou confirmada exposição ao Zika vírus. A amostra final do estudo foi 

composta por 63 crianças (34 do sexo feminino e 29 do sexo masculino). Como controle, foram 
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selecionadas 31 crianças saudáveis (14 do sexo feminino e 17 do sexo masculino), na mesma 

faixa etária, de ambos os sexos, sem disfagia, sem contraturas congênitas, acompanhadas na 

Clínica de Odontopediatria da Universidade Federal do Ceará. Duas crianças foram retiradas 

do grupo controle por motivo de desistência (n = 2). 

 

Coleta de dados 

 

Os bebês passaram por avaliações completas, através de uma equipe 

multidisciplinar composta por pediatra, neurologista, geneticista, oftalmologista, 

fonoaudióloga e cirurgião-dentista. Para o presente estudo, foram considerados os dado quanto 

às alterações de frênulos orais, quanto à presença de disfagia e quanto à presença de contraturas 

congênitas. Caso a presença de falha na deglutição fosse identificada, o nível de disfagia era 

registrado no prontuário do paciente como leve, moderado ou grave. Os dados neurológicos 

também foram categorizados e subdivididos. No presente estudo, a disfagia e as contraturas 

congênitas foram categorizadas como presente ou ausente. Em seguida, a coleta de dados 

incluiu avaliações anatômicas intraorais, realizadas por um odontopediatra experiente. Foram 

obtidas fotografias intraorais para auxiliar na coleta de dados e registrar o crescimento e o 

desenvolvimento de todos os bebês. As imagens foram analisadas por outro odontopediatra para 

confirmar a avaliação clínica. Ficou estabelecido que em caso de divergência entre o exame 

clínico e fotográfico, a criança seria novamente examinada e fotografada. Cada bebê foi 

examinado em quatro momentos distintos, distribuídos em um período de 30 meses (dezembro 

/ 2016; julho / 2017; janeiro / 2018; agosto / 2018).  

 

Exame intraoral 

 

Os bebês desdentados foram examinados nos braços do responsável. Contudo, na 

presença de dentes, os bebês e as crianças foram examinados no colo do responsável, de frente 

para o profissional, utilizando a técnica joelho a joelho. O exame foi realizado sob luz artificial, 

abrangendo os dentes e tecidos moles, com ênfase na avaliação dos frênulos labiais e lingual, 

investigando-se principalmente os aspectos anatômicos e nível de inserção. A região intraoral 

de todos os pacientes foi fotografada, de modo que os frênulos pudessem ser reavaliados em 

um segundo momento, para fins de confirmação do exame clínico. 
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Avaliação do frênulo lingual 

 

O frênulo lingual foi avaliado observando-se os seguintes aspectos: visibilidade, 

espessura e nível de fixação. Uma primeira observação era feita durante a manobra de elevação 

da língua (manobra simples), porém, quando o frênulo não era visível, a língua era mais uma 

vez elevada e retraída (manobra específica) como uma tentativa final de visualizar o frênulo 

lingual. Caso a visibilidade não fosse possível após as duas manobras, o frênulo lingual era 

considerado ausente. Na presença de um frênulo lingual visível, este foi classificado quanto à 

sua espessura (delgado ou espesso), seguido pelo nível de fixação, conforme o protocolo 

sugerido por Coryllos et al. (2004), que estabelece que existem quatro tipos de frênulos linguais, 

no qual o tipo 1 é considerado quando o frênulo está unido à ponta da língua e se prende 

geralmente à crista alveolar no sulco labial inferior; o tipo 2 é aquele que está posicionado a 

uma distância de dois a quatro milímetros atrás da ponta da língua e se prende logo atrás da 

crista alveolar; o tipo 3 acontece quando o frênulo se prende na região média da língua até a 

metade do assoalho da boca, tendo um aspecto menos elástico e, por fim, o tipo 4, que é 

essencialmente fixado à base da língua, é espesso, brilhante e muito inelástico12.  

 

Avaliação dos frênulos labiais 

 

Os frênulos labiais foram examinados através do afastamento dos lábios superior e 

inferior, seguido de pressão bidigital, respectivamente. Na presença de um frênulo labial visível, 

este foi classificado quanto à sua espessura (delgado ou espesso), quanto ao tipo de inserção 

(inserido ou não em V), seguido pelo nível de fixação de acordo com o protocolo sugerido por 

Kotlow (2013), que se baseia tanto na aparência clínica do lábio quanto na sua fixação ao arco 

dental. Os frênulos labiais foram então divididos em quatro classes, no qual a classe I se referiu 

aos frênulos firmados na região de mucosa alveolar, a classe II se referiu a uma fixação na 

junção da gengiva livre e inserida, a classe III foi definida quando o frênulo estava junto à papila 

gengival e a classe IV, quando o frênulo estava fixado à papila gengival, estendendo-se até o 

palato duro13. 

 

Análise estatística 

 



 30 

 

As associações entre variáveis categóricas, como disfagia (presença/ausência), 

contraturas congênitas (presença/ausência), tipo de frênulo lingual, tipo de frênulo labial 

superior e tipo de frênulo labial inferior, foram testadas pelos testes do qui-quadrado e exato de 

Fisher. O nível de significância foi estabelecido em p <0,05. 

 

Resultados 

 

Frênulos labiais  

 

No presente trabalho, os resultados demonstraram que 23 crianças com SCZ 

apresentaram o frênulo superior inserido na região da papila, estendendo-se até a região do 

palato (classificação de Kotlow classe IV) (p < 0,001), enquanto apenas 8 crianças do grupo 

controle apresentaram esse tipo de frênulo labial. Dez crianças do grupo controle apresentaram 

frênulos labiais inseridos na junção entre gengiva livre e inserida (classificação de Kotlow 

classe II) (p < 0,001), enquanto apenas uma criança do grupo Zika apresentou esse tipo de 

frênulo (TABELA 1; FIGURA 1).  

 

   Tabela 1 – Frênulo labial superior: classificação por grupo 

Especificação Classificação Zika Controle p-valor 

Classificação

de Kotlow 

Classe II 1 10 

0,0008 Classe III 11 11 

Classe IV 23 8 

Espessura 
Não espesso 4 6 

0,3097 
Espesso 11 23 

Inserção em 

V 

Não inserido em V -- 2 
0,1145 

Inserido em V 35 27 

   Fonte: elaborada pelos autores. 

 

Figura 1 – Criança com SCZ com frênulo labial superior classe IV de Kotlow e criança saudável 

com frênulo labial superior classe II de Kotlow 

 

Fonte: acervo de Dra. Cristiane Fonteles 
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Tanto para crianças com SCZ (n = 32) quanto para crianças controle (n = 26), o 

frênulo labial inferior frequentemente apresentou-se inserido na junção entre gengiva livre e 

inserida (classificação classe II de Kotlow), porém houve uma associação significativa entre as 

classificações de espessura e de inserção dos frênulos labiais inferiores e as crianças com SCZ, 

cujos frênulos apresentaram-se frequentemente espessos (n = 23; p = 0,0507), bem como 

inseridos em V (n = 16; p = 0,001) (TABELA 2; FIGURA 2). 

 

 

   Tabela 2 – Frênulo labial inferior: classificação por grupo 

Especificação Classificação Zika Controle p-valor 

Classificação

de Kotlow 

Classe I 3 1 
0,4392 

Classe II 32 26 

Espessura 
Não espesso 22 13 

0,0507 
Espesso 23 4 

Inserção em 

V 

Não inserido em V 19 27 
0,0000 

Inserido em V 16 -- 

    Fonte: elaborada pelos autores. 

 

 

Figura 2 – Frênulo labial inferior espesso e inserido em V característico de criança com SCZ 

 

Fonte: acervo de Dra. Cristiane Fonteles 

 

  

Não foram observadas mudanças significativas ao longo do tempo nos frênulos 

orais das crianças que participaram do estudo, das quais apenas seis crianças com SCZ 

evoluíram de um frênulo labial superior classe IV para classe III de Kotlow, sete evoluíram de 

classe IV para classe II e uma criança evoluiu de classe III para classe II (TABELA 3; FIGURA 

3). 
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Tabela 3 – Evolução da classificação do frênulo labial superior em crianças com SCZ. 

Evolução n 

Evolução de Kotlow classe IV para III 6 

Evolução de Kotlow classe IV para II 7 

Evolução de Kotlow classe III para II 1 

    Fonte: elaborada pelos autores. 

 

 

Figura 3 – Evolução do frênulo labial superior em crianças com SCZ entre 2016 e 2018. 

 

Fonte: acervo de Dra. Cristiane Fonteles 

 

 

Frênulo lingual 

 

Considerando a classificação de Coryllos, frênulos linguais posteriores ou 

submucosos (tipo 4) apresentaram significante associação com SCZ (p = 0,0010) (FIGURA 4), 

quando 20 crianças com a referida síndrome e apenas 7 crianças do controle apresentaram esse 

tipo de frênulo. Observou-se também que crianças sadias (n = 25) possuem frequentemente 

frênulos delgados (p = 0,0541) (TABELA 4). 

 

Figura 4 – Frênulo lingual submucoso (tipo 4 de Coryllos), característico de criança com SCZ. 

 

Fonte: acervo de Dra. Cristiane Fonteles 
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Tabela 4 – Frênulo lingual: classificação por grupo 

Especificação Classificação Zika Controle p-valor 

Classificação de 

Coryllos 

Tipo 1 -- 1 

0,0010 
Tipo 2 -- 9 

Tipo 3 10 11 

Tipo 4 20 7 

Espessura 
Não espesso 5 25 

0,0541 
Espesso 25 17 

Fonte: elaborada pelos autores. 

 

 

Disfagia 

 

Ao analisar a presença/ausência de disfagia nas crianças com SCZ e os tipos de 

frênulos, a presença de frênulos labiais inferiores inseridos em V apresentou uma associação 

significativa com a presença de disfagia nesses indivíduos (p = 0,0278), o que não aconteceu 

com frênulos labiais superiores inseridos em V, dado que estes últimos não apresentaram 

associação significativa com a presença de disfagia (p = 1,000). Ao analisar o frênulo lingual, 

não foi observada associação significante entre a presença de frênulo lingual tipos 3 e 4 de 

Coryllos e disfagia (p = 0,2350). 

 

Contraturas congênitas 

 

O presente estudo apresentou uma associação significativa entre ausência de 

contraturas e frênulos labiais superiores tipos 3 e 4 de Kotlow, ou seja, inseridos na papila 

gengival ou inseridos na papila se estendendo até o palato, em crianças com SCZ (p = 0,0435). 

 

Discussão 

 

Em 2018, uma outra pesquisa foi conduzida pelo mesmo grupo do presente 

estudo10, porém apenas 54 crianças foram avaliadas de forma transversal e apenas o frênulo 

lingual foi considerado. Este estudo difere do primeiro pois, além de acompanhar um número 

maior de crianças, incluindo um grupo controle, este é o primeiro estudo longitudinal sobre a 

síndrome congênita do Zika que avaliou as alterações de frênulos labiais e lingual em crianças 

com SCZ e outros achados neurológicos. Um achado de grande relevância no presente estudo 
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e que deve ser apontado é a associação significativa entre a presença de frênulo labial superior 

inserido na região da papila, estendendo-se até a região do palato (classificação de Kotlow tipo 

4), e a ausência de contraturas congênitas em crianças com SCZ (p = 0,0435). Devido à 

embriogênese, a medula espinhal e os tecidos conjuntivos estão intimamente ligados. Por um 

lado, a artrogripose é a consequência de um defeito ou degeneração das células do corno 

anterior da medula espinhal14, por outro, os frênulos espessos ou malformados podem ser 

consequência de um processo inadequado de apoptose15. A literatura determina que a 

neurulação já está concluída por volta da 4ª semana16,17. Em paralelo, a organização e a 

formação da face ocorrem principalmente entre a 4ª e a 8ª semana de vida intrauterina16. 

Sabendo que o alvo celular do vírus Zika são as células progenitoras neurais, tendo como 

consequência a redução das taxas de proliferação e o aumento da necrose celular após a 

infecção18, é de se esperar que, além de consequências a nível neurológico ou morfológico 

facial, também surjam alterações nos tecidos conjuntivos. Como ambos os processos não 

acontecem ao mesmo tempo, o fato de crianças com SCZ apresentarem a ausência de 

contraturas congênitas e frênulos labiais superiores inadequados poderia dar algum indício de 

qual momento gestacional ocorreu a infecção pelo vírus Zika. 

Demonstrou-se também que crianças com SCZ apresentam frênulos labiais 

inferiores frequentemente espessos (p = 0,0507), bem como inseridos em V (p = 0,001). Em 

paralelo, ao analisar a presença/ausência de disfagia nas crianças com SCZ e os tipos de 

frênulos, a presença de frênulos labiais inferiores inseridos em V apresentou uma importante 

associação com a presença de disfagia nesses indivíduos (p = 0,0278). O presente resultado 

desperta atenção, dado que era esperado alguma relação de frênulo lingual e disfagia, o que não 

aconteceu. No presente estudo, não foi observada associação significante entre a presença de 

frênulo lingual submucoso e disfagia (p = 0,2350), ainda que crianças com frênulo lingual 

submucoso e a presença de disfagia sejam a maioria (n = 16), quando comparadas com a 

ausência de disfagia (n = 4). Em 2018, Fonteles et al., em um modelo multivariado, também 

não associaram a presença de um frênulo lingual posterior à presença de disfagia10. 

Outra estrutura anatômica notável na cavidade oral é o frênulo labial, cuja anomalia 

pode causar problemas como perda de papila, recessão gengival e distensão do sulco gengival, 

tornando-se um sítio de acúmulo de biofilme, podendo gerar problemas periodontais ou 

problemas ortodônticos como a presença de diastemas19. No presente trabalho, os resultados 

mostraram que uma maior quantidade de crianças com SCZ possui o frênulo labial superior 

inserido na região da papila se estendendo até a região do palato e o frênulo labial inferior 

frequentemente espessos, bem como inseridos em V, sendo relevante alertar profissionais de 
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saúde e cuidadores envolvidos no cuidado oral do paciente com SCZ sobre uma possível 

presença dos problemas supracitados.  

Frênulos anormais foram encontrados associados a várias condições genéticas e 

cromossômicas, como síndrome de Ehlers-Danlos, síndrome de Ellis-Van Creveld, estenose 

pilórica hipertrófica infantil, síndrome Orofaciodigital, holoprosencefalia20, síndrome de 

Moebius21 e, mais recentemente, um frênulo anormal também foi encontrado na síndrome 

congênita do Zika8,10,22. Fonteles et al. (2018) observaram um frênulo lingual posicionado 

posteriormente ou escondido atrás de uma cortina mucosa em crianças afetadas por síndrome 

do Zika vírus. O presente estudo coincide com os achados anatômicos anteriores, confirmando 

que crianças com SCZ apresentam frequentemente frênulos linguais submucosos, podendo-se 

sugerir que isto seja considerado como um critério, ainda que menor, no diagnóstico da 

síndrome.  

Anteriormente, Del Campo et al. (2017) publicaram um estudo baseado no 

resultado de uma avaliação multidisciplinar de crianças que expressavam achados consistentes 

com a SCZ, relatando ausência de frênulo lingual nessa população. Porém, o método utilizado 

para o diagnóstico pode ser questionado8, pois não incluiu uma manobra adequada do frênulo. 

A completa visibilidade do frênulo lingual exige uma manobra específica para elevar e retrair 

a língua23, sendo este o protocolo utilizado no presente estudo. Os frênulos orais são estruturas 

anatômicas notáveis na cavidade oral, mas muitas vezes mal compreendidas19, fazendo com 

que exista uma controvérsia considerável entre os profissionais de saúde quanto à classificação 

e quanto à indicação de procedimentos24,25. A principal razão para a ampla variação do 

diagnóstico está relacionada à falta de padronização na avaliação, ademais, a uniformidade no 

procedimento avaliativo previne o subdiagnóstico, reduz o sobrediagnóstico e evita iatrogenias. 

O uso de protocolos corretos para avaliação é importante para estabelecer parâmetros que 

permitam o estudo do caso e a conduta clínica. 

 

Tópicos de destaque 

 

O presente estudo permitiu avaliar os aspectos morfofuncionais de frênulos lingual 

e labiais de crianças com síndrome congênita do Zika. Obteve-se uma melhor compreensão 

dessas estruturas orais, bem como os desfechos associados, especialmente manifestações 

neurológicas. Alargou a compreensão acerca da íntima ligação das estruturas craniofaciais, 

auxiliando no diagnóstico dessa síndrome, podendo estender esse conhecimento até mesmo a 

outras síndromes. 
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4 CONSIDERAÇÕES FINAIS 

 

No Brasil, por ser um país tropical, arboviroses devem ter especial atenção das 

políticas públicas, especialmente aquelas que possuem consequências graves e irreversíveis, 

como é o caso dos comprometimentos causados pelo vírus Zika. É sabido que, quando esse 

vírus acomete gestantes, o feto em formação irá apresentar malformações congênitas, 

distinguindo esse comprometimento como uma nova síndrome. Desde 2015, as autoridades de 

saúde pública confirmaram a transmissão do vírus Zika no país e estudos vêm sendo realizados 

com o intuito de auxiliar essa população a contornar os comprometimentos surgidos por causa 

da síndrome, garantindo mais qualidade de vida para os indivíduos. Estudos sobre o 

comprometimento oral desses indivíduos vêm sendo conduzidos e são de extrema importância, 

visto que podem resultar em melhores condições de nutrição, ajudando-os a prosperar. 

Indivíduos acometidos por SCZ apresentam um frênulo lingual posterior que, sem manobra 

específica, pode ser mal interpretado como um frênulo ausente, causando confusões não apenas 

na literatura, mas na condução dos casos. Uma quantidade significativa de crianças com SCZ 

possui o frênulo labial superior inserido na região da papila se estendendo até a região do palato 

e foi possível uma associação significativa entre este tipo de frênulo e a ausência de contraturas 

congênitas. Crianças com SCZ apresentaram frênulos labiais inferiores frequentemente 

inseridos em V e houve uma associação significativa entre este tipo de frênulo e a presença de 

disfagia. O presente estudo alargou a compreensão acerca da íntima ligação das estruturas 

craniofaciais, auxiliando no diagnóstico dessa síndrome, podendo estender esse conhecimento 

até mesmo a outras síndromes, porém ainda são necessários mais estudos que tentem decifrar 

qual o nível de interferência dos frênulos orais na deglutição normal, bem como mais 

esclarecimentos ainda são necessários para entender como os aspectos morfofuncionais dos 

frênulos lingual e labiais de crianças com essa síndrome se relacionam com a presença de 

alterações neurológicas, dado que tais estruturas compartilham a mesma gênese. 
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