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Riassunto.

Una possibile interpretazione delle relazioni ahketteratura sembrano legare la SIDS e 'ALTE E@SAS e il GER potrebbe
essere costituita dalla presenza di una struttematipica per certi aspetti comune, che possaigpede all'insorgenza di tutti questi
guadri patologici, pur in assenza di una causdiigtta.

Sempre dalla letteratura emergerebbe un ruoloaerdel’ OSAS, in grado di sostenere a sua voltara alterazioni simpatovagali e
cardiocircolatorie spesso riscontrate anche nélle&sS

Nell'adulto la struttura fenotipica & presa in ddesazione non solo come elemento diagnostico avandi rischio per OSAS , ma
anche a livello terapeutico, sia con approcciowrfico maxillo-facciale e otorinilaringoiatrico ascon quello occlusale, come accade
nella terapia con Oral Devices.

In eta pediatrica la struttura fenotipica puo esseodificata con I'intervento di adenotonsillectarsi con un approccio ortodontico
che, su precise indicazioni , puo essere attuatbeaim eta precoce.

Tutti questi tipi di approccio con la problematatautturale non sono pero praticabili nel neonptm,essendo gia presente spesso
anche a questa eta un aspetto fenotipico considanmaschio, sia per OSAS che per SIDS e ALTE.

L’allestimento di uno speciale oral device adattomgpiego in etd neonatale potrebbe costituire umaressante ipotesi di lavoro, sia
come terapia di OSAS e GER indotto da OSAS, siaecpravenzione della SIDS.

Introduzione

Viene definita SIDS (Sudden Infant Death Sindrdtaemorte improvvisa di un lattante, che risultatiesa in base alla storia clinica
ed in cuiun minuzioso esame autoptico non caesdirevidenziare una chiara causa di morte". Ga@st definizione, ormai
definitivamente adottata dalla comunita scientifit&@rnazionale, nel 1970 Beckwith , diede alldD S| autonomia nosologica
nelllambito delle cause di morte improvvisa edtesa tra il primo mese ed il primo anno di vita (6

Epidemiologia

La SIDS rappresenta, nei paesi industrializzafprima causa di morte nell'eta compresa tra 1 mdsl, con un rapporto
femmine/maschi di 1:1,6. L' 80% dei decessi sificarinei primi cinque mesi di vita con un piccongassima incidenza tra il secondo
e il quarto. La mortalita media mondiale, stimat@ino al 2 per mille prima della fine degli ani &), fra il 1988 ed il 1992, con
l'inizio delle campagne di prevenzione, ha vistaseansibile calo di tale tasso, ridotto a circaget mille, e concentrato
prevalentemente nella fascia di eta tra il primadl gdiinto mese di vita (8)

Rapporti fra SIDS, OSAS e GER

A tutt'oggi sulla SIDS regnano una notevole incargeinterpretativa a livello scientifico ed un sedsimpotenza a livello tecnico: al
di la di alcuni consigli comportamentali, siamo swstanziale assenza di ipotesi concrete per umo giaintervento preventivo.

Puo forse risultare utile , a questo riguardo, adrare la SIDS in un contesto piu allargato, chlprenda cioé altri quadri patologici
che con la SIDS condividono alcuni aspetti cli/ighatogenetici: per questa via € forse possibitavedere un'ipotesi di intervento,
utile quale terapia delle patologie collegatersdefficace quale prevenzione della stessa SIDS

La relazione piu stretta riguarda certamente idgaa@he con la SIDS costituisce praticamente utimonm, denominato ALTE “
Apparent Life-Threatening Events” (9), acronimo tlzesostituito, a partire dal 1986, il termine 'neéss for SIDS", perché il forte
coinvolgimento emotivo dell'osservatore non daveeldezza che I'episodio denunciato fosse statmesde cosi grave da poter
essere considerato una SIDS fortunatamente mandatidenza di ALTE nei lattanti oscilla ampiamer{tiallo 0,05 al 6 %), e
questi episodi sembrano precedere una SIDS neV¥bek) casi (10).
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Oltre al logico rapporto con I'ALTE, dalla letegura sembrerebbe emergere anche una correlaziania SIDS ( e ALTE) con
I'OSAS (Sindrome dell’Apnea Ostruttiva nel Sonndamiliari dei bambini morti di SIDS o con ALTE @sentano spesso OSAS,
guasi a suggerire che se il bambino fosse scanglat@&IDS, avrebbe probabilmente presentato OSA% (dn altro rapporto che
sembra emergere € quello tra GER (Reflusso Gastofafeo) e SIDS (16) e fra GER e ALTE (22). Un bersembra chiudersi
rilevando che esiste anche un rapporto tra OSAER @7) e fra OSAS e ALTE (22)

Piu controverso appare il rapporto fra UARS e SIB&uni Autori (18) sottolineano il ruolo dellastrettezza delle vie aeree
superiori nella patogenesi della SIDS, altri (I'erriscono 'UARS nel rapporto fra OSAS e SIDS (l$), in linea con altri che
considerano I'UARS come parte di un continuum caedal russare all'lOSAS (13). Altri Autori, per aantconsiderano invece
'UARS una patologia a sé stante.

Il rapporto che lega questi quadri patologici seantssere almeno triplice : oltre a rivelare spesso comune familiarita, non si
limita alla spesso rilevata concomitanza clinica, mguarda anche un elemento che riteniamo molfmitante: I'aspetto fenotipico
(a sua volta, peraltro, riconducibile almeno intpanche alla familiarita).

Concomitanza clinica

Se da un lato l'incrociarsi di questi quadri pagadosembra evidenziare uno status multifattorialeui € arduo ricercare se esistano e
quali siano gli effettivi nessi di causalita, dakktteratura ci sembra di poter trarre la sens&zilh un ruolo centrale dellOSAS.

Un primo legame fra OSAS e SIDS é comprovato danesautoptici di bambini morti per SIDS, e dal ristam di emorragie
subpleurali, compatibili con cronici e ripetuti esti del flusso aereo (4) (5).

Un altro legame fra OSAS e rischio di SIDS & cogtt dalla presenza in entrambi questi quadri derakioni a livello
cardiovascolare. In particolare & possibile dinastrnei bambini a rischio di SIDS alterazioni delpolarizzazione ventricolare (QT
lungo) (1) (3) e periodi di bradicardia notturn@).3

Anche nell’adulto con OSAS sono presenti le sttddaterazioni- (26) che, & bene ricordarlo, ppdingono a rischi di morbilita e
mortalita cardiovascolari (21). NellOSAS dell'atlulsi € potuto dimostrare che queste alteraziappresentano solo un
epifenomeno delle piu complesse alterazioni nelgetzive (alterazioni della bilancia simpato-vayalee sono conseguenze delle
OSAS (21) e responsabili della loro prognosi negatirali importanti correlazioni non sono state @acdocumentate nella SIDS,
sebbene sembri logico ipotizzarle.

Anche nei rapporti fra OSA e GER, ovviamente nsi gacui i due fenomeni siano correlati, sembraegare un ruolo
preponderante della prima sul secondo (17), pitattoise viceversa. In un recente lavoro su casiAdorE Arad-Cohen , Cohen e
Tirosh, considerando la correlazione tra apnea R, &&hno osservato che negli episodi in cui apr@kR coincidono, l'apnea
precede il GER (22)., e che in questi casi I'aphéatipo ostruttivo. Infatti 'apnea di tipo ceate non € in relazione temporale con il
GER, concetto confermato anche da Ariano, Guill@miin e Coll. (32). Piu che I'apnea dunque, sardhiséruzione a livello

faringeo ad avere un ruolo centrale, a causa deffaessione che si genera negli sforzi inspir@tefie interessa anche I'esofago e lo
stomaco. IL GER viene riconosciuto anche comeipitssausa di ALTE e di SIDS, peraltro in concaamnita con altre concause,
come i disturbi dell'arousal e I'immaturita dei eaismi della deglutizione. (16)

Infine in un lavoro viene rilevata l'interessanterelazione fra la presenza di GER e frequentiogfidi otite secretiva (23).

La correlazione tra OSAS e GER é sottolineata amzh&ullerminault e coll (22), che considerano dingle importanza per un
corretto inquadramento diagnostico, associare @lesonnografia il rilevamento della pressione aesofagea, ritenuta addirittura
uno dei parametri chiave nellOSAS nei bambini prigkella puberta. In alcuni casi, infatti il numelalle apnee e la desaturazione di
0ssigeno possono risultare non particolarmentefsigtivi, pur in presenza di un quadro sintomatpbm generale importante.

La centralita dellOSAS sembrerebbe confermatae@dahalcuni aspetti che riguardano la terapiattinfaontrollo terapeutico
dell'lOSAS porta spesso alla regressione dei praldardiologici, neurologici e di GER, ma non accddmntrario. Ing e Coll.
riferiscono infatti che la terapia antireflusseficace sul GER , ma non sul’OSAS nei pazieng tilpresentano entrambi (31) . A
parere degli stessi Autori, peraltro,il ruolo patongtico del’OSAS sul GER rimane comunque pocachg@iacché la terapia con
CPAP riduce il GER sia nei pazienti con OSAS (gesgbercentualmente maggiori ) che in quelli conrRGEenza OSAS (31); (la
soluzione del problema potrebbe essere, a nostenepdrovata considerando il meccanismo di azawik CPAP, cha induce una
pressione positiva nelle vie aeree, ma anche sefégo, e puo effettivamente essere efficace sieaméronti dell’OSAS che del
GER, e quindi non solo come terapia indiretta debsdo attraverso la terapia diretta della prima

Appare dunque logico ipotizzare che risolvendardipperma OSAS e rimuovendo per questa via anchadmpatologici in qualche
modo alllOSAS collegati e i fattori di rischio cHOSAS induce, anche il rischio di SIDS, che comédesimi quadri patologici
presenta numerosi elementi in comune, dovrebbkaise abbassato.

Aspetti terapeutici

Le terapie di elezione dellOSAS vengono universali@a individuate nella ventilazione a pressionetiwascontinua (CPAP) e, nel
bambino, nell'intervento di l'adenotonsillectomBecondo alcuni Autori, per la verita, anche tape corticosteroidea endonasale
(29) ha successo nelle forme lievi, e la assoaieezdh corticosteroidei per via generale puo esstlenelle forme gravi, ma la
sospensione della terapia induce la ricomparsaig@mi in tempi relativamente brevi. Inoltre ndrseno comunque dati di
letteratura che diano indicazioni sull'uso prolunggella terapia corticosteroidea e sulla sua&fie nel tempo.

L'impiego della CPAP rivela spesso qualche probldi@ompliance, specie nel bambino (24), per cepléamente riservata ai casi
piu gravi.

L'intervento di adenotonsillectomia, da molti calesato elettivo e risolutore in eta pediatrica (P6&senta peraltro alcuni rischi
postoperatori (27) e a volte delle recidive (28dremo oltre come linterpretazione di questi aspgavorevoli della terapia
chirurgica secondo alcuni Autori sono da ricercarsalcuni aspetti fenotipici caratteristici.
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Rimane comunqgue la CPAP la terapia che piu si @@sbnsiderazioni sugli effetti per cosi diredajhti" della terapia dellOSAS.
Infatti la Letteratura riporta che il paziente cheseguito della terapia con CPAP, non presenta@®i\S , trae beneficio non solo
respiratorio: dopo alcuni mesi anche la bilanampsitovagale (30) e le alterazioni elettrocardidghe (30) (25) si normalizzano, ed
anche il GER ne trae beneficio (31).

Rimane pero il problema di come trattare I'OSASneeinato, giacché in rischio di SIDS si concengigonimi mesi di vita: nessuna
delle terapie risultate efficaci possono agevolmesisere trasferite sul lattante, tantomeno irttigelreventiva della SIDS, in
sostanziale assenza di esami marker o predittilfinéera popolazione neonatale.

Aspetto fenotipico

Di recente alcuni dati della letteratura (39) hadmostrato che esiste un fenotipo a rischio pBiSS* che tale fenotipo &
rappresentato in particolare dal bambino con re@ma@. La retrognazia sarebbe responsabile dietngposizione della lingua con
conseguente ostruzione del rinofaringe, che divparécolarmente grave durante il sonno

Fig.1 la malocclusione di seconda classe (secomdiecon morso profondo favorisce la distalizzagidella mandibola, e quindi
della lingua., con ostruzione funzionale delleagtee nasali. Cid determina I'acquisizione di urteesna respiratorio orale e puod
favorire (fig.2) l'insorgenza dell’'apnea ostruttimel sonno (OSAS). L'ostruzione a livello faringeda conseguente depressione
inspiratoria favoriscono il GER.

Sono anche apparsi in letteratura un gran numelavdri che sottolineano I'importanza del fenotipia, a riguardo delle parti molli,
che relativamente alla struttura ossea craniomafati® quali elementi predisponenti all'insorgenza disturbi respiratori e
dellOSAS in particolare (13-14 , come anche tiegbatologie in qualche modo collegate allOSASne GER (33) e UARS (48).

E' importante sottolineare che anche in tutte gugsatologie ricorrono in gran parte caratterigiédnotipiche uguali o comunque
assimilabili: retrognazia, micrognazia, biretrugomaxillo mandibolare vie aeree strette a livelldrfgeo, posizione disto caudale
dello Joide, postura linguale in relazione allanfardel palato e alla distanza intermolare, paramegtrest’'ultimo che indica
sostanzialmente il diametro trasversale della b§&6a

Lofstrand e Al. (41) individuano una significatipaesenza di mascella stretta, di palato ogival@rcita inferiore accorciata e di
morso inverso nei bambini che presentano ostrezit@ile vie aeree e OSAS rispetto ai controlliltheg alcuni autori hanno rilevato
che alcune caratteristiche anatomiche, sia delielstro che delle parti molli accomunano bambir phesentano OSAS e adulti con
lo stesso problema, tanto da dedurre la relatddéasuccesso terapeutico dell'adenotonsillectowissa I'inevitabile permanenza di
gueste caratteristiche dopo l'intervento (A4)

Mathur e Dougias (51) individuano nell'ipomaxillian significativo elemento di rischio per SIDS, inagto questo parametro
cefalometrico, rispetto ad un gruppo di contrailin OSAS, € presente in maniera significativa inigyeti adulti che presentano
OSAS e che riferiscono positivita familiare peDSI contro la totale mancanza di questo elementayngdpo di controllo non
OSAS.

Sforza, Bacon e Al (43) individuano due determtnatementi patogenetici del’OSAS in una anorngatiei tessuti molli faringei e
nella posizione caudale dell'osso ioide.

Miyao e al. (44 ) sottolineano anche I'importardella discrepanza sagittale tra mascella e maralibotlel morso aperto e ,
relativamente ai tessuti molli, della macroglossia.

Miro Castello e al. (45) confermano la correlazidre 'OSAS e un’anomala posizione dell’osso joidbe, secondo gli Autori,
spinge la lingua in posizione sfavorevole.

Zucconi, Ferini Strambi e coll (42) si sono padktiroblema di quale elemento, fra le caratterfsicraniometriche sfavorevoli e la
conformazione delle parti molli, avesse ruolo ptaio nella patogenesi del’OSAS. Questi Autoropendono per un ruolo primario
della ristrettezza dello spazio orofaringeo legata dimensione linguale e alla distanza PNS-Pnéspiasale posteriore- palato), e
quindi delle parti molli: le conseguenze respireoche una sfavorevole conformazione delle partilimnduce sarebbero
responsabili dei dismorfismi scheletrici, che setmgli Autori , sarebbero conseguenze. E' necessarimunque rilevare che gli
Autori mantengono sulla questione un prudente gidegento possibilista.
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Alcuni Autori, peraltro, oltre che nella ristretr dello spazio epifaringeo individuano nell'ipggypo del mascellare, alla
retrusione mandibolare una possibile causa di oesso chirurgico ai fini OSAS (34) spostando quirattenzione piuttosto alla
conformazione della componente scheletrica.

E’ forse il caso di sottolineare che € ben dificdhe possa essere un osso privo di rapporti Enticdiretti come lo Joide ad
influenzare la postura di un organo muscolare guallingua, e non viceversa.

In realta I'attivita linguale € un importante matazhe stimola lo sviluppo del terzo medio del araha scorretta postura e l'alterata
funzione della lingua possono essere responsab@ndmalie mandibolari (36), in particolare la noignazia e la retrognazia, che
inevitabilmente si ripercuotono sulla posiziond’dsso Joide.

A questo proposito pud anche essere utile sotemaehe , nell’adulto, & stata descritta una tecdiderapia chirurgica del’lOSAS
proprio per mezzo dell’'ancoraggio chirurgico déittgua in posizione avanzata. (37 )

E’ necessario peraltro sottolineare che il termif@motipo” non esprime solo la risultante di urtrpaonio genetico, ma subisce
anche l'influenza dell'ambiente e della funzionega@oncorrono a formare la struttura anatomicandindividuo, sia per quel che
riguarda la componente scheletrica che i tessutii,n®a normali che alterati (come avviene, inrtalare, nellipertrofia
adenotonsillare).

L'importanza della struttura & sottolineata daldathe essa viene presa in considerazione noradolello di inquadramento
diagnostico o di allarme (specie nell'ALTE 38), amhe in sede terapeutica: infatti ne viene comeméenprevista la manipolazione
per via chirurgica, sia per quel che riguarda Iei panolli (in particolare di pertinenza ORL (3@&2) che i tessuti duri , di
competenza ORL o maxillo facciale (41)

Riley, Powell, Guilleminault e AL sottolineano dmc(46) che in sede chirurgica alcuni elementiitastono frequenti cause di
complicanze: oltre a rilevare che i pazienti conASSiecessitano di particolari attenzioni in quasgesso ipertesi, significativa
appare la correlazione rilevata tra la difficoltardubazione e la retrognazia ( individuata ancefalometricamente in un angolo
sella- nasion- punto mandibolare B inferiore a #dd, oltre che con la larghezza del collo: lauga@ne del problema viene peraltro
indicata nella tecnica di intubazione con l'ausdille fibre ottiche. Da notare che ArchdeacorBlimacombe J (44) sottolineano
I'opportunita di dislocare la lingua prima di proege all'intubazione:cci permettiamo di osservare che la preliminarelusone

della retrognazia andrebbe automaticamente peratizrale in questa direzione.

Anche l'intercettazione ortognatodontica, abituatteemeno considerata, peraltro, pud essere effiveloamodificare una struttura
sfavorevole.

L'efficacia di questa via &€ dimostrata anche da enosi studi sperimentali che comprovano l'efficaei@peutica sullOSAS

dell'uso di Oral Devices nell’adulto.

Questo tipo di terapia, che presenta carattersstithipo “protesico”, non sembrerebbe praticab#ébambino, per il quale pud
invece essere proponibile , quando indicata, wradttazione anche precoce della malocclusiondadisgnazia di cui fosse
portatore.

Il rapido miglioramento del quadro respiratorio d@gzlenotonsillectomia., peraltro, ha fino ad andthito la considerazione
dell'ipotesi terapeutica ortognatodontica, a favappunto , a quella chirurgica. Questa opzionech@giustificata dal fatto che
l'abituale eta di intervento ortodontico € spostatadenzialmente verso i 12 anni, mentre le grobliche respiratorie possono
interessare il bambino in un’eta precoce e anckeguissima.

Famigliarita.

Molti autori sottolineano il ruolo dell’'obesita ihe & spesso un elemento costituzionale familiar

L'obesita e spesso correlata con maggiori spededtessuti molli faringei, e quindi fattore favote la ristrettezza delle vie aeree.
L'obesita pud dunque sommarsi quale fattore dhieper OSAS indipendente da altri fattori di rischnche su base familiare, ma
non solo, quali ad esempio la tipologia scheletrictatti accanto al gia menzionato fattore dihiscper OSAS legato alla prognazia,
alla retrognazia e alla sfavorevole conformazideke parti molli e della postura dell’'osso joidéierl T, Humpfner-Hierl H hanno
riscontrato la predisposizione allOSAS degli irndivi obesi , pur normognatici (49).

Va pero anche sottolineato che la familiaritd, spesscontrata come substrato predisponente nel®8 nei quadri patologici
collegati (11, 40, 47, 48, 50), potrebbe esserrnétabile non come una generica e non meglimithdé caratteristica genetica, ma
come il logico effetto della somiglianza strutieraspecie a livello craniomandibolare e occlusalee spesso accomuna i
componenti di un unico ceppo familiare (40). Pdbelessere dunque una struttura fenotipica famisiaeorevole, specie a livello di
micrognazia e retrognazia, a sostenere la maggiaténza di SIDS e di patologie collegate in alctamiglie.

LA PREVENZIONE DEL RISCHIO DI SIDS

A tutt'oggi al bambino a rischio di SIDS (ma in ltéaa tutti i bambini, visto che lo screening edrto) si pud solo fornire le
raccomandazioni abitualmente suggerite e da totittate come corrette: dormire supini (52), eeithfumo di sigaretta (53) e |l
caldo (54). Su queste raccomandazioni non sardersatttolineare alcuni aspetti di, per cosi dirdevanza occlusale”

Al bambino che dorme prono, fra le altre cosepgaino spinge la mandibola e la lingua all'indiefskbbambino che dorme supino
questo non succede, ma cido non annulla il rischi®IBS, ma lo diminuisce soltanto: infatti nel sonanch'egli puo ritrovarsi nella
stessa posizione mandibolare sfavorevole, non matasdel cuscino , ma semplicemente a causa datlata della mandibola per
gravita (anche gli adulti, che rarissimamente davonproni, russano in particolare dormendo supizic@ sul fianco). Addirittura
Shemie e coll. in un recentissimo articolo (64)anto rilevato che in posizione prona migliora deashente I'ossigenazione in
bambini con gravi problemi respiratori.
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E’ interessante notare che Hoffman e Lister (4)noaipotizzato che la diversa postura (supina o @r@ossa essere coinvolta nelle
variazioni di QT, proponendo di valutare questazieine. Forse potrebbe essere altrettanto sigtivécka valutazione della postura
mandibolare , spontanea o indotta, a lato di quelfporea.

Il fumo, dopo la nascita, pud nuocere al bambwlo per via inalatoria: il bambino che per motigictusali risultasse un respiratore
orale sarebbe inevitabilmente il piu esposto &hiis e non solo, a nostro parere, relativametiiaahzione di fumo. Anche la terza
raccomandazione , se per caldo si intendesse ealh®, potrebbe essere rafforzata dall'eventuatmmniro di uno schema
respiratorio orale , che non consentisse I'umiadfficne dell'aria nel transito attraverso le vieatia@li adulti russatori lamentano
spesso la secchezza notturna della gola).

Da tutto cio conseguirebbe che questi consiglipomamentali, al di la delle stesse intenzioniabeco che li hanno proposti, vanno
nella direzione in cui si muovera l'ortodontistaajgiungimento dell'eta ortodontica ideale , iretgo maxillo facciale in eta adulta
e il dentista che, sempre in eta adulta, applicaral device . Infatti impedire la retrusione midadare tipica del decubito prono si
coniuga idealmente con l'avanzamento della manaititusa nella terapia funzionale delle secondsstkecondo Angle: € il caso
di sottolineare che questo tipo di terapia si geohll'aspetto fenotipico di gran lunga piu sigmfivo, tanto nellOSAS come nel
rischio di SIDS, vale a dire la retrognazia.

Anche l'avanzamento mandibolare attuato dalla neaggarte degli Oral Devices proposti con successta rterapia dellOSAS
nell’adulto procede in fondo in questa direziondine, la chirurgia maxillo facciale propone, ouviante nell’adulto, I'intervento di
avanzamento maxillo-mandibolare come uno dei digasfi rimedi per TOSAS (58).

Allo stesso modo il fatto di evitare che il bambinali dalla bocca, e quindi saltando i filtri nisaria secca o addirittura inquinata
dal fumo di sigaretta potrebbe in fondo coniugadgialmente con lo scopo abitualmente perseguitorindonzia e in terapia
miofunzionale e logopedistica di correggere lairagione orale.

IPOTESI DI LAVORO

Da quanto fin qui esposto, sembra di poter deduirecla SIDS potrebbe trovare una efficace postildli prevenzione se si riuscisse
ad agire contemporaneamente su piu d'uno dei ifattaischio che vari autori hanno evidenziato, he i riassumono nelle tre
categorie:

1) Patologie concomitanti (OSAS e sue conseguenze:, @ERazioni cardiovascolari e neurologiche irtipalare)

2) Aspetti fenotipici sfavorevoli.

3) Familiarita, riferita in particolare alla somiglza della struttura craniomandibolare e occlusale.

Un approccio di questo genere supererebbe il pdntiebolezza tipico di altre ipotesi di lavoro sigichio di SIDS, quale quella
recentemente proposta dello screening neonatal®delungo (59), legato al fatto di estrapolare umica elemento di rischio,
riscontrabile solo su una parte dei casi di SIS (esente peraltro anche in bambini sani) e quiadi considerabile come soluzione
del problema.

Questa ipotesi di lavoro sembrerebbe scontrarsi pen la sostanziale inapplicabilita in eta nealegttantopiu a livello preventivo
di massa, delle terapie tradizionali del'lOSAS,e(cti sono rivelate efficaci anche nei confronti @GR e delle alterazioni
cardiocircolatorie quali il QT lungo) e cioé la CPA l'intervento di adenotonsillectomia.

Allo stesso modo non € pensabile di affrontaretinreonatale con gli interventi di chirurgia maxifacciale dimostratisi efficaci
nell'adulto quegli aspetti fenotipici sfavorevod tlitti considerati a rischio, se non in alcuni saedromici.

La terapia dellOSAS ha perd da qualche anno aperéonuova pagina, prendendo in considerazioneppnoecio che , anche
secondo la letteratura, nell'adulto risulta effecaltuso di oral devices (55, 56). Un'ampia reviglivun gran numero di lavori sulla
terapia dellOSAS con oral devices (57), redattaSdamidt-Nowara, Lowe e Al., approvata dell'lAmaricSleep Disorders
Association, conclude" Comparison of the risk ardddit of oral appliance therapy with the otherilade treatments suggests that
oral appliances present a useful alternative tdilmoous positive airway pressure (CPAP), especfaltypatients with simple snoring
and patients with obstructive sleep apnea who daoierate CPAP therapy."”

Schwab e altri, grazie allimpiego della risonannagnetica, hanno dimostrato che I'avanzamento rhafate € in grado di
aumentare le dimensione antero posteriori e |dtgevali dell vie aeree (61).

Per parte nostra siamo molto critici su come viaiédualmente affrontato questo tema, ma & comuimgligcutibile un messaggio di
sostanziale efficacia terapeutica di questo tipapgiroccio: pressoché tutti i lavori che ne traitaambrano confermare che per via
occlusale I'OSAS pud essere sconfitta , anche is& mmcora ben definito in quali casi e seconddi qgriteri .

L'aspetto particolarmente significativo che caraim la terapia dellOSAS con Oral Devices € toisti dal fatto che la soluzione
del problema 'OSAS viene attuata attraverso laezane di un aspetto fenaotipico, la retrognaziaaldani autori considerato forse il
piu rischioso anche relativamente alla SIDS:

Nell'intento di trasferire questa problematicamabnato a rischio di SIDS, ci siamo posti alcurbietiivi preliminari:

1) Verificare l'attuabilita di un approccio intettieo occlusale dellOSAS in eta pediatrica 2)Comfare I'efficacia della terapia
occlusale sulle alterazioni cardiovascolari conseguall'OSAS, similmente a quanto in letteratumdirdostrato essere ottenibile con
la CPAP.

3)Verificare I'efficacia della terapia occlusalé &ER

Relativamente al primo punto , recentemente riteniai aver dimostrato, in specifici studi sperinain{60, 62)., che attraverso
I'applicazione di un dispositivo similortodonticopkrsonale disegno, & possibile trattare con ssccBOSAS anche in eta pediatrica.
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Fig. 3. Caso clinico di malocclusione di secon@desst con morso profondo, prima e dopo il riposemento mandibolare.
Fig.4 Il riposizionamento mandibolare ripristingoervieta delle vie nasali e consente il ripristitedla respirazione nasale anziché
orale e si e rivelato efficace nella terapia dei&B. Anche il GER sostenuto dal’OSAS ne pud traeeeficio.

In collaborazione con la Il Cattedra di Pediatrl'niversita La Sapienza di Roma, abbiamo appick nostro dispositivo
intraorale, realizzato ad personam su improntaviddale in ragione della diversa malocclusione ichambini presentavano, a 22 su
40 bambini che erano stati sottoposti a polisorsitgycon apparecchiatura Grass per accertare $&me e la gravita del’OSAS che
risultava dall'anamnesi.

Ventidue bambini scelti casualmente sono statittattiacon il dispositivo intraorale, individualmentllestito, mentre 18 hanno
costituito il gruppo di controllo.

In cinque soggetti il trattamento € stato sosp@duafino rifiutato di portare il dispositivo, 2 Imarrivano ripetutamente ed 1 non lo
tollerava). Tutti i soggetti sono stati rivalutétmesi dopo.

Casi trattati con placca di riposizionamento Gap
mandibolare di controllo

slee| N:B: I risultati definitivi di questo lavoro sondasi pubblicati nel seguente articolo:

| RANDOMIZED CONTROLLED STUDY OF AN ORAL JAW POSITION ING APPLIANCE FOR THE

Al (' TREATMENT OF OBSTRUCTIVE SLEEP APNEA IN CHILDREN WI TH MALOCCLUSION Villa MP,
Anhl'( Bernkopf E * , Pagani J, Broia V* , Montesano M, BPaggi, Ronchetti R .*Consultant

mgg orthodontist Am. J. Respir. Crit. Care Med., Volume 165, Number 1, January 2002, 123-127

RDI

Al: Indice di apnea, :AHI: Indice diApnea+IpopndDI(numero di +esaturazioni per ora, desaturaziefinite come caduta della
saturazione di oltre il 4% rispetto al valore m@ente).

Da : Villa MP., Pagani J., Bernkopf E., Bertarini Broia V., Massa F., Montesano B., Paggi B., Rettt R.,: "A new therapeutic
approach in pediatric obstructive sleep apnea syndt 6 th World Congress on Sleep Apnea, SydnexMap-15 2000

Nessun bambino del gruppo di lavoro si & dovutitoporre a intervento di adenotonsillectomia, amealicuni casi era giudicato
imminente al momento dell'arruoclamento.

Relativamente al secondo punto, reso di particd#relita dalla proposta ministeriale sullo sciregmeonatale del QT lungo (59),
abbiamo effettuato uno studio sull'adulto in dadieazione con il Centro Don Gnocchi di Parma (12).

Oltre alla scomparsa o alla netta diminuzione dél8A, abbiamo anche sostanzialmente ottenuto qubedisi benefici sulle

alterazioni della bilancia simpatovagale e dei petai cardiovascolari ottenibili con la CPAP (62).

E’ stato valutato I' AHI (Indice di Apnea Ipopned)analisi spettrale dell'intervallo RR e I' HRV @fiabilita della frequenza
cardiaca) in 10 pazienti con lieve-moderata OS#i pii altra patologia e in 10 soggetti sani di troflo, prima e a distanza di 3 mesi
dall'inizio della terapia effettuata mediante riggsnamento mandibolare con un Oral Device di rodtsegno.

Nei pazienti con lieve-moderata OSA valutati bamaite, la varianza totale dell'intervallo RR ¢ ltista ridotta nei confronti del

gruppo di controllo (p=0.02) Sempre nel gruppo G8A I'analisi spettrale dell'intervallo RR ha egitziato una diminuzione delle
HF (13484 vs 47@158),(p<0,001) e un aumento nel rapporto LF/HRXR?,76 vs 1,2%0,6),(p=ns). A tre mesi dall'inizio della
terapia I'indice apnea ipopnea nel gruppo OSA @itaso significativamente ridotto (P=<0.001). Liémvallo RR, I'HRV e il rapporto
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LF/HF sono risultati sovrapponibili al gruppo dintmllo, in particolare si & avuto, rispetto allask, una diminuzione del rapporto
LF/HF (da 3,1*2,7 a 1,5%1,7) ed un incremento all'analisi spettrale delfe (da 13484 a50%151)(p<0.001).

In conclusione, nei soggetti con lieve moderateslapnea, in cui la variabilita della frequenzediega e I'analisi spettrale
dell'intervallo RR risultano alterati, il trattamincon il nostro dispositivo di riposizionamentondiolare sembra in grado, grazie
alla diminuzione dell’AHI, di ridurre tali alteraai. Anche i casi pediatrici (pochi purtroppoguanto la struttura in cui € avvenuto
il trial non € rivolta alla patologia pediatrical) guali abbiamo applicato lo stesso protocollo, hamno fatto emergere sostanziali
differenze rispetto all'adulto.

=74

Su argomento analogo si segnalj
la prossima di questo lavoro:
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Dear Doctor, It is a pleasure to accept your relvisanuscript entitled "AUTONOMIC CARDIAC MODULATIONN
OBSTRUCTIVE SLEEP APNEA: EFFECT OF AN ORAL JAW-PO3DNING APPLIANCE" for publication in CHEST.
You will be provided with proofs to review beforeuwr article is published.
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AUTONOMIC CARDIAC MODULATION IN OBSTRUCTIVE SLEEP RNEA: EFFECT OF AN ORAL JAW-
POSITIONING APPLIANCE

Paolo Coruzzi, MD a ; Massimo Gualerzi, Mle-doardo Bernkopf, MD jiLorenzo Brambilla, MD a; Valerio Brambilla,
MD a; Vanna Broia, MD b Carolina Lombardi MD ¢ and Gianfranco ParatD M
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b Consultant Orthodontic, Parma and Vicenza, Italy.

¢ Dept of Clinical Medicine, Prevention and AppliBibtechnologies, University of Milano-Bicocca; idalogy I,
S.Luca Hospital, IRCCS, Istituto Auxologico ItalarMilano, Italy

Infine, abbiamo attualmente in corso un trial textfro sul GER, i cui dati preliminari sembrano fesmare I'efficacia del nostro
dispositivo endoorale anche sul GER. Nella maggiarte dei casi trattati, rispetto ai controlli, @@nefici relativi al russare
notturno e all'lOSAS si € associata una netta dinome della sintomatologia dispeptica legata aRGEinterpretazione del
successo terapeutico si basa sul fatto che queibibanshe, per retroposizione mandibolare legata atialocclusione,
"retroposizionano” di conseguenza anche la lingamo per questo perennemente stimolati nel retw@boComplici alcune
concause (automobile, barca, emozioni, pasti aldoind con qualche alimento cui risultano intolt@ig rigurgitano e vomitano
facilmente. Inoltre la malocclusione genera uncesth respiratorio orale, con ipoventilazione nashédhe favorisce l'insorgenza

di rinosinusiti: cio fa loro deglutire molto mucomaolta aria. Lo schema respiratorio € per lo paviciolare: il diaframma ha
scarsa motilita. La postura é cadente, con aundsita pressione intraaddominale. Di notte russavanmo spesso in apnea, con
episodi di respiro paradosso che generano unasipne a livello delle vie aeree: tele caduta dspione, a causa dell'ostruzione

a livello faringeo, si trasmette all’esofago e altomaco e favorirsce il GER. che a sua voltagrotuovere il laringospasmo per
meccanismi riflessi vago-mediati o di inalazione.

Questo schema interpretativo renderebbe ragiodénddluenza , nella patogenesi del GER, dellapneentrale non ostruttiva
(22 e 31), come anche dell’efficacia terapeutidiadePAP (31) quando il GER sia conseguente all6SA

Queste positive esperienze ci hanno portato aeriteche, se da un lato lo schema respiratorio ,deakruttura cranica e la postura
mandibolare possono essere coinvolti, con gradiacdiivita diverso da caso a caso, nella probleraatia un altro essi costituiscono
non gia l'ineluttabile espressione fenotipica dpatrimonio genetico immaodificabile, ma anche eratiptto, se considerate anche da
un punto di vista ortognatodontico, quadri di malasione dentale e scheletrica intercettabili @aphecocemente con adeguati
approcci occlusali, potenzialmente in grado di@giattraverso le modifiche strutturali, ancheesatbnseguenze patologiche che un
aspetto fenotipico sfavorevole pud sostenere.

Piu che di fenotipi, sarebbe quindi corretto parldir‘struttura”, giacché non e solo il patrimogienetico, ma anche I'ambiente e la
funzione a formare I'anatomia di un individuo, sfee questa sia di esclusiva origine genetica stsstiratti di una sfavorevole
evoluzione legata a traumi da parto o abitudiniatez

E’ possibile che I'aspetto funzionale, nella detieramione del fenotipo a rischio di SIDS sia forismfad oggi sfuggito: infatti la
problematica del fenotipo, pur sottolineata da mn#alitori quale fattore di rischio in sede diagnoatiscompare del tutto in sede
terapeutica. Probabilmente cio accade per il @iwnei primissimi mesi di vita, quando piu alté&epidemiologia della SIDS, se da



un lato preponderante sembra essere il ruolo adelrga e modestissimo quello dell’ambiente, ancoimpifluente pud sembrare il
ruolo della funzione, che sembrerebbe necessitdesmi lunghi per esercitare un effetto plastiobesstruttura fenotipica.

Non € cosi pero per quanto riguarda la retrognasijaetto fenotipico fra i piu significativi, e pgran parte influente nella
determinazione di molti altri elementi potenzialieedeterminanti, sia anatomici ( ristrettezza dspiizi faringei, posizione
dell'osso Joide, discrepanze sagittali maxillo-nibaltari, retrusione della lingua) che disfunzior(@iisturbi della deglutizione legati
alla scorretta postura linguale e della respiraziegati all'inefficienza contrattile del muscolergo glosso, detrerminante nel
mantenere pervio il faringe: nella retrognaziaaitif il genio glosso & gia contratto passivamente)

La retrognazia, infatti, € anzitutto un’espressidea postura mandibolare e quindi un aspettorpardge funzionale, specie in eta
neonatale , in assenza dei denti e del loro rualsilizzatore dei rapporti intermascellari. L'aszemlei denti in eta neonatale ha
peraltro lasciato questa problematica fuori dalbémdi interesse dell’Odontoiatria, che pure s@oeupa con successo in eta
posteriori.

CONCLUSIONE

In conclusione, riteniamo di proporre la segueptadsi di lavoro:

La SIDS potrebbe inquadrarsi nei fenomeni in paerologici (alterazione della bilancia simpatodapan parte cardiologici
(bradicardia, dispersione e allungamento del QTparte dispeptici (GER), che sono spesso in rappwh |I' OSAS e che dalla
terapia dell'lOSAS traggono vantaggio: la soluzidakeproblema SIDS difficilmente potra scaturirelaa@onsiderazione specialistica
di uno solo di questi fenomeni.

Importanti fattori di rischio per SIDS risultanasese alcuni aspetti fenotipici sfavorevoli, in p@otare la retrognazia.

In considerazione del fatto che sia la chirurgiaxitto facciale, sia le terapie con Oral Devicedl'agéulto, oltre a correggere ,
definitivamente o estemporaneamente, la retrognagiabrano ricalcare non solo nei confronti delfSSma anche dei sopraddetti
quadri che allOSAS si accompagnano, la gia ampiéeneccertata efficacia della CPAP., ma che questpie non possono
evidentemente essere impiegata in epoca neonatale grevenzione della SIDS, ci proponiamo di stredia realizzazione di uno
speciale oral device adeguatamente conformato &oadiiimpiego in eta neonatale. Qualora, in umanp fase sperimentale si
rivelasse efficace nella terapia in eta neonata{®3AS, di ALTE e di GER indotto da OSAS, trasfatedla medesima problematica
in un succhiotto, questo potrebbe .essere propagiale mezzo di prevenzione della SIDS, in bambiudicati a rischio, in
presenza di familiarita per SIDS, OSAS e disgraltidasso costo, I'assenza di rischio biologicoctanpatibilita con qualunque
eventuale necessita terapeutica, la facilissimdicgtyilita a livello di una popolazione pediatrigéd sostanzialmente orientata a
dotarsi comunque di un qualche succhiotto, rendenebl’ipotesi di lavoro facilmente proponibile.
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