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Streszczenie

Spektrum Ptodowych Zaburzen Alkoholowych (Fetal Alco-
hol Syndrome Disorders, FASD) jest grupa nieuleczalnych
nieprawidtowosci rozwojowych u o0séb, ktérych matki pity
alkohol w trakcie cigzy. Najciezsza postacia z catego spek-
trum zaburzen FASD jest Alkoholowy Zesp6t Plodowy (Fetal
Alcohol Syndrome, FAS), a jedna z cech charakterystycznych
sg anomalie w budowie twarzoczaszki. Cel. Celem pracy
byta ocena stanu zdrowia jamy ustnej oraz wystepowania
wad zgryzu i potrzeb leczenia ortodontycznego u dzieci
z FASD na podstawie analizy piSmiennictwa. Material i metody.
Przeprowadzono przeglad pi$miennictwa w oparciu o bazy
danych: PubMed, Scopus, Dentistry & Oral Sciences Source,

Abstract

Foetal Alcohol Syndrome Disorders (FASD) are a group of
untreatable developmental abnormalities in people whose
mothers consumed alcohol during pregnancy. Foetal Alco-
hol Syndrome (FAS) is the most severe form of the entire
spectrum of disorders and anomalies in the craniofacial
structure are among its defining features. Aim. The aim of
the study was to assess oral health and the occurrence of
malocclusions as well as the need for orthodontic treatment
in children with FASD based on the available literature. Ma-
terial and methods. A literature review based on the fol-
lowing databases was conducted: PubMed, Scopus, Dentistry
& Oral Sciences Source, Polish Medical Bibliography, and
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Polska Bibliografia Lekarska, z wykorzystaniem stow klu-
czowych FASD, fetal alcohol syndrome, facial abnormalities,
prenatal alcohol exposure. Do analizy wybrano 35 artyku-
16w z lat 1968-2020 w jezykach polskim i angielskim. Wyniki.
U dzieci i mtodziezy z FASD poziom higieny jamy ustnej jest
niezadawalajacy. Obserwuje sie wiekszy wskaznik proch-
nicy oraz wiecej wad zgryzu, w poréwnaniu z populacjg
0g6lna. Do gtéwnych nalezg wady zgryzu klasy II, zgryzy
krzyzowe oraz sttoczenia zebow. U dzieci z FASD wystepuje
znacznie wiecej dysfunkgcji i parafunkcji w uktadzie stoma-
tognatycznym. Wniosek. Dzieci z FASD powinny zosta¢
objete instytucjonalng opieka profilaktyczna i lecznicza,
ktéra pozwoli na systematyczne kontrolowanie stanu zdro-
wia jamy ustnej i wystepujacych wad zgryzu. (Ludwikéw
K, Zadurska M, Czochrowska E. Ocena stomatologiczna
i ortodontyczna dzieci i mtodziezy ze Spektrum Ptodo-
wych Zaburzen Alkoholowych (FASD) - przeglad pi-
$miennictwa. Forum Ortod 2021; 17 (3): 237-44).
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Stowa Kkluczowe: alkoholowy zespét ptodowy, FAS, dys-
morfia twarzy, prenatalna ekspozycja ptodu na alkohol

Wstep

FASD (Fetal Alcohol Spectrum Disorders - Spektrum Pto-
dowych Zaburzen Alkoholowych) jest terminem obejmuja-
cym wiele nieprawidtowo$ci rozwojowych wynikajacych
z prenatalnej ekspozycji na alkohol, natomiast FAS (Fetal
Alcohol Syndrome) jest najciezsza jego forma i stanowi okoto
10% wszystkich zaburzen z catej grupy FASD (1). Jako od-
rebna jednostka chorobowa FAS zostat opisany po raz pierw-
szy przez Lemoine i wsp. (2), a Jones i wsp. opisali petne
cechy dysmorficzne twarzy i zdefiniowali je jako alkoholowy
zespo6t ptodowy (3). Do cech klinicznych Alkoholowego Ze-
spotu Ptodowego naleza:

1. nieprawidtowosci w budowie glowy i szyi, tj. mato-
glowie, krétka szyja, nisko, asymetrycznie osadzone
uszy, znieksztatcone matzowiny uszne, niskie czoto,
retrognatia i retrogenia, ptaskie srodkowe pietro
twarzy, waskie szczeliny powiekowe, szeroko roz-
stawione oczy, zmarszczka nakatna, krétki i maty
nos, dtuga gérna warga z waska granica czerwieni
wargowej oraz sptycona lub nieobecna rynienka pod-
nosowa,

2. uszkodzenia centralnego uktadu nerwowego,

3. niedobdr wzrostu i wagi,

4. zaburzenia rozwojowe uktadéw krazenia i kostnego
(3).

Diagnostyka zespotu FAS moze by¢ problematyczna ze wzgledu

na heterogenny charakter zaburzenia i r6znicowania cech
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the following keywords were used: FASD, fetal alcohol syn-
drome, facial abnormalities, prenatal alcohol exposure. 35
articles from the years 1968-2020 in Polish and English
were selected for analysis. Results. In children and ado-
lescents with FASD, the oral hygiene status is unsatisfac-
tory. There is a higher rate of dental caries and more
malocclusions compared to the general population. The
main ones include Class II malocclusions, crossbites and
teeth crowding. Children with FASD have significantly more
dysfunctions and parafunctions in the stomatognathic
system. Conclusion. Children with FASD should receive
institutional preventive and therapeutic care, which will
allow for systematic control of the oral health status and
malocclusions. (Ludwikéw K, Zadurska M, Czochrowska
E. Dental and orthodontic evaluation of children and
adolescents with Foetal Alcohol Spectrum Disorders
(FASD) - areview of the literature. Orthod Forum 2021;
17 (3): 237-44).
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Introduction

FASD (Foetal Alcohol Spectrum Disorders) is a term that
encompasses many developmental abnormalities result-
ing from prenatal alcohol exposure, whereas FAS (Foetal
Alcohol Syndrome) is its most severe form and accounts
for approximately 10% of all FASD disorders (1). As a sep-
arate disease entity, FAS was first described by Lemoine
etal. (2), and Jones et al. described full dysmorphic facial
features and defined it as foetal alcohol syndrome (3).
Clinical features of Foetal Alcohol Syndrome include:

1. head and neck abnormalities, i.e. microcephaly, short
neck, low, asymmetrically positioned ears, deformed
auricles, low forehead, retrognathia and retrogenia,
flat midface, narrow palpebral fissures, widely spaced
eyes, epicanthal fold, short and small nose, thin ver-
milion border of the long upper lip and a smooth
philtrum,

2. damage to the central nervous system,

3. reduced height and weight;

4. developmental disorders of the cardiovascular and
skeletal systems (3).

Diagnosis of FAS can pose problems due to the hetero-
geneous nature of the disorder and the need to differen-
tiate dysmorphic features with Williams, Aarskog, Noonan,
Dubowitz, Brachmann-DeLange syndromes as well as
with maternal phenylketonuria, toluene embryopathy,
chromosomal deletion/duplication syndromes, and also
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dysmorficznych, m.in. z zespotem Williamsa, Aarskoga,
Noonan, Dubowitza, Brachmann-DeLange oraz z fenyloke-
tonurig matczyng, embriopatig toluenowa, zespotami dele-
cji/duplikacji chromosomowych oraz braku ujednoliconego
systemu rozpoznawania FASD (4). Na $wiecie funkcjonuje
kilka réwnolegtych systemdow diagnostycznych. Najszerzej
rozpowszechnione sg kryteria kanadyjskie, waszyngtonski
kwestionariusz czterocyfrowy oraz kryteria opublikowane
przez Hoyme (5). Poszczegdlne osrodki diagnostyczne na
$wiecie same dokonujg wyboru stosowanych kryteriow. Od
pewnego czasu w poszczegolnych krajach, np. w Niemczech
i Australii, dopasowuje sie te systemy do lokalnych warunkoéw.

W Polsce funkcjonuje kilka placéwek specjalizujacych sie
w pracy z osobami z FASD. W wiekszosci z nich zastosowano
wtlasny system diagnozy, zwykle, cho¢ w réznym stopniu,
oparty na jednym z wymienionych. Z uwagi na rosngce za-
interesowanie tematyka FASD wsréd polskich specjalistow
oraz brak ujednoliconego schematu postepowania obowia-
zujacego w poszczegdblnych osrodkach, z inicjatywy Pan-
stwowej Agencji Rozwigzywania Problemow Alkoholowych
w 2020 roku opracowano wytyczne interdyscyplinarne;j
grupy polskich specjalistéw w celu rozpoznawania spek-
trum FASD.

0d tej pory w Polsce zaleca sie rozréznienie dwoch pod-
stawowych kategorii diagnostycznych w ramach FASD:

e FAS (w Kklasyfikacji ICD10 oznaczony kodem Q86.0)

e ND-PAE (Neuro-Developmental Disorders Associated
with Prenatal Alcohol Exposure) - zaburzenia neuroro-
zZwojowe zwigzane z prenatalng ekspozycja na alkohol.

Diagnoza FASD opiera sie na stwierdzeniu:

¢ prenatalnej ekspozycji na dziatanie alkoholu

e ograniczenia wzrastania pre- i postnatalnego

e Kkluczowych cech dysmorficznych twarzy

e zaburzen neurorozwojowych (5).

Do czasu publikacji wytycznych PARPA terminologia opi-
sujaca zaburzenia powstate w wyniku prenatalnej ekspozycji
na alkohol byta bardzo zréznicowana. Nomenklatura dla tego
przypadku przez lata ulegata ewolucji, wprowadzono szereg
poje¢, takich jak Fas, FASD, pFAS, ARND, FAE, ARBD.

Pomimo istnienia powaznych zaburzen rozwojowych
u chorych z FASD, mozna wdrozy¢ réznorodne dziatania
terapeutyczne, ktore pozwola doprowadzi¢ do lepszego
funkcjonowania dziecka lub nie dopuszcza do powstania
zaburzen wtérnych, takich jak choroby psychiczne, konflikty
z prawem lub uzalezZnienia (1).

Badanie przeprowadzone na zlecenie Agencji przez zespo6t
specjalistéw wykazato, ze rozpowszechnienie FAS w popu-
lacji polskiej jest nie mniejsze niz 4 osoby na 1000, a wszyst-
kich zaburzen z grupy FASD - nie mniejsze niz 20 os6b na
1000, co jest zbiezne w doniesieniami z innych krajow (5,
6, 7). Jednak nie wszystkie dzieci poddawane s3 od razu
specjalistycznej diagnostyce i dopiero lekarze pediatrzy,
psycholodzy, rodzice adopcyjni badz zastepczy kierujg je
do o$rodkéw zajmujacych sie rozpoznawaniem FASD.
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due to the lack of a standardised system for FASD diag-
nosis (4). Currently, there are several parallel diagnostic
systems worldwide. The Canadian criteria, the Washing-
ton 4-digit diagnostic code, and the criteria published by
Hoyme are among the most common (5). Individual di-
agnostic centres around the world make their own se-
lection which criteria to use. For some time now,
individual countries such as Germany and Australia have
adapted these systems to their local conditions.

In Poland, several institutions specialise in working
with people with FASD. Most of them have been using
their own diagnostic system that is, usually, though to
varying degrees, based on one of the classifications men-
tioned above. Due to the growing interest in FASD among
Polish specialists and the lack of unified management
guidelines that could be used in individual centres, in
2020, as part of the initiative of the State Agency for the
Prevention of Alcohol-Related Problems, an interdisci-
plinary group of Polish specialists developed guidelines
for the diagnosis of FASD.

Since that time, in Poland, it has been recommended to
distinguish two basic diagnostic categories within FASD:

e FAS (coded Q86.0 in the ICD10 classification)

e ND-PAE (Neuro-Developmental Disorders Associated

with Prenatal Alcohol Exposure).

The FASD diagnosis is based on the following criteria:

e prenatal exposure to alcohol

e pre- and postnatal growth limitations

e key dysmorphic facial features

e neurodevelopmental disorders (5).

Until the publication of the PARPA guidelines, the ter-
minology describing disorders resulting from prenatal
alcohol exposure varied widely. As a result, the nomen-
clature for this case has evolved over the years, with sev-
eral terms introduced such as Fas, FASD, pFAS, ARND,
FAE, ARBD.

Although patients with FASD show severe developmental
disorders, various therapies can be implemented to improve
the child’s functioning or prevent the development of sec-
ondary disorders such as mental illnesses, conflicts with the
law or addictions (1).

The study carried out by the team of specialists ordered
by the Agency showed that the prevalence of FAS in the
Polish population was not less than 4 persons per 1000,
and of all FASD disorders - not less than 20 persons per
1000, which is consistent with reports from other coun-
tries (5, 6, 7). However, not all children are immediately
offered specialist diagnostics, and it it is only paediatri-
cians, psychologists, adoptive or foster parents who refer
them to centres specialising in diagnosing FASD. Further-
more, due to difficulties in diagnosing children with FAS
and gathering a representative study group, the state of
dental and orthodontic knowledge concerning this syn-
drome of defects is limited.
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W zwigzku z trudno$ciami w diagnozowaniu dzieci z FAS
oraz zgromadzeniem reprezentatywnej grupy badanej stan
wiedzy stomatologicznej i ortodontycznej dotyczacy tego
zespotu wad jest ograniczony.

Cel

Celem pracy byta ocena stanu zdrowia jamy ustnej, wystepo-
wania wad zgryzu oraz ocena zapotrzebowania na leczenie
ortodontyczne u dzieci ze Spektrum Ptodowych Zaburzen Al-
koholowych (FASD) na podstawie dostepnego pi$miennictwa.

Material i metody

Przeprowadzono przeglad piSmiennictwa w oparciu o bazy
danych: PubMed, Scopus, Dentistry & Oral Sciences Source,
Polska Bibliografia Lekarska, z wykorzystaniem stéw klu-
czowych FAS, fetal alcohol syndrome, facial abnormalities,
prenatal alcohol exposure. Do analizy wybrano 35 artyku-
tow z lat 1968-2020 w jezykach polskim i angielskim.

Dyskusja

W pi$miennictwie istnieje niewiele publikacji na temat stanu
uzebienia i higieny jamy ustnej u dzieci z FASD. Trudnosci zwig-
zane z przeprowadzeniem badan w grupie dzieci z FASD sa
przede wszystkim zwigzane z zebraniem wiarygodnej liczebnie
grupy badanej. Dzieci z FASD sa najcze$ciej adoptowane, prze-
bywaja w rodzinach zastepczych lub w domach dziecka, co ozna-
cza ich rozproszenie na terenie catego kraju (8).

Préchnica i stan higieny jamy ustnej

Ludwikéw i wsp. wsréd 10 badanych z pelnoobjawowym FAS
zaobserwowali ogniska prochnicowe u 30%, laki — u 10%, wy-
pelnienia - u 80%, pojedyncze braki zebowe - u 30% (8).
Naidoo i wsp. stwierdzili, Zze u dzieci z FAS wystepowat wysoki
odsetek powierzchni zebéw pokrytych ptytka nazebng (ponad
75%) oraz krwawienie przy zgtebnikowaniu (66% badanych).
W powyzszym badaniu wskaznik DMFT (wskaznik intensyw-
nosci prdochnicy okreslajacy zapadalno$¢ na prochnice, De-
cayed, Missing and Filled Teeth; polski skrot PUWZ) byt wyzszy
od wyniku kontrolnego, cho¢ nie r6znit sie istotnie statystycz-
nie, a komponent brakujacych zebéw stanowil najwieksza
czes$¢ wskaznika w obu grupach (9). Ludwikow i wsp. w opisie
przypadku pacjentki z zespotem FAS w wieku 17 lat 4 miesiecy
zauwazyli czynng przetoke ropng przy zebie 11 i skierowali
pacjentke na leczenie endodotyczne oraz instruktaz higieny
jamy ustnej (10). Blanck i Lubarsch i wsp. wykazali natomiast
znaczgco istotne réznice DMFT u dzieci z FAS, w poréwnaniu
z grupg kontrolng (11). Podobnie Da Silva i wsp., ktérzy u 68
zbadanych dzieci z FASD zauwazyli réwniez istotnie wyzszy
poziom préchnicy, w poréwnaniu do grupy kontrolnej (97%
vs 64,7%) i wskaznika DMFT (12). Wptyw na uzyskane wyniki
mogta miec¢ dieta dzieci z FAS. Badanie przeprowadzone przez
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Aim

The aim of the study was to assess oral health, the occur-
rence of malocclusions and the need for orthodontic treat-
ment in children with Foetal Alcohol Spectrum Disorders
(FASD) based on the available literature.

Material and methods

A literature review based on the following databases was
conducted: PubMed, Scopus, Dentistry & Oral Sciences Source,
Polish Medical Bibliography, and the following keywords
were used: FAS, fetal alcohol syndrome, facial abnormali-
ties, prenatal alcohol exposure. 35 articles from the years
1968-2020 in Polish and English were selected for analysis.

Discussion

There are only few publications in the literature on the
dental status and oral hygiene of children with FASD. The
difficulties with conducting research in a group of children
with FASD are primarily related to the difficulties associ-
ated with the collection of a reliable size of the study group.
In addition, children with FASD are most often adopted, in
foster care or children’s homes, which means they are dis-
persed across the country (8).

Caries and oral hygiene status

Ludwikéw et al. studied a group of 10 subjects with full-
blown FAS and observed carious plaques in 30%, varnishes
in 10%, fillings in 80%, single missing teeth in 30% (8).
Naidoo et al. found that children with FAS had a high per-
centage of plaque-covered tooth surfaces (over 75%) and
bleeding on probing (66% of subjects). In the above study,
the DMFT index (caries severity score indicating caries in-
cidence: Decayed, Missing and Filled Teeth) was higher than
the control score, although not statistically significantly dif-
ferent, and the missing teeth component accounted for the
largest portion of this index in both groups (9). Ludwikéw
et al. in a case report of a female patient with FAS aged 17
years and 4 months noticed an active purulent fistula at
tooth 11 and referred her for endodontic treatment and oral
hygiene briefing (10). However, Blanck and Lubarsch et al.
demonstrated significantly different DMFTs in children with
FAS, compared to the control group (11). Similarly, Da Silva
et al., who studied 68 children with FASD, also observed
significantly higher prevalence of caries, compared to the
control group (97% vs 64.7%) and DMFT index was also
higher (12). The diet of children with FAS may have affected
the results. A study by Amos-Kroohs et al. showed abnor-
mal eating habits in patients with FAS, namely decreased
satiety, constant snacking and more meals per day, com-
pared to healthy controls (13). Considering that snacking
between meals promotes caries, these abnormal eating be-
haviours of FAS patients may be the cause of their higher
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Amos-Kroohs i wsp. wykazato nieprawidtowe nawyki zywie-
niowe u pacjentéw z FAS ze zmniejszong sytoscig, ciggtym
podjadaniem i wieksza liczba positkéw dziennie, w poréwna-
niu ze zdrowymi osobami z grupy kontrolnej (13). Biorac pod
uwage fakt, Ze podjadanie miedzy positkami sprzyja préchnicy,
te nieprawidtowe zachowania zywieniowe pacjentow z FAS
moga by¢ przyczyna wyzszego wskaznika DMFT badz proch-
nicy. Poradnictwo zywieniowe i dalsze badania dotyczace na-
wykdéw zywieniowych u pacjentéw z FAS bytyby wskazane
w odniesieniu do zdrowia jamy ustnej (13). Da Sliva zauwazyt
takze, ze w poréwnaniu z grupg kontrolng dzieci z FASD byty
znacznie starsze podczas pierwszej wizyty u dentysty i bar-
dziej uzaleznione od publicznej opieki dentystycznej (12). Po-
dobnie Ludwikéw i wsp. podczas rutynowego badania jamy
ustnej u pacjentki w wieku 17,4 roku z pelnoobjawowym FAS
zauwazyli liczne wypetniania zebow statych materiatem amal-
gamatowym (10).

Zaburzenia w budowie szkliwa

W badaniu Church i wsp., ktérym objeto 22 dzieci, nie od-
notowano zadnego przypadku ze zmiang w strukturze
szkliwa (14). Podobna sytuacje dostrzegli Naidoo i wsp.
ktorzy badang grupe 90 oséb z FAS poréwnali z grupa kon-
trolng (9). Natomiast w publikacji Blanck-Lubarsch i wsp.
przebadano 30 dzieci z FASD i wykazano znacznie wyzszy
wskaznik DDE (Developmental Defects of Enamel) w po-
réwnaniu do grupy kontrolnej (11).

Rozszczepy wargi i/lub podniebienia

Yin i wsp. przeprowadzili metaanalize 12 publikacji z lat 1950-
2019 dotyczacych wspotzaleznosci wystepowania FAS z roz-
szczepem wargi i/lub podniebienia i wskazali na brak istotne;j
réznicy miedzy matkami pijacymi i niepijacymi w trakcie ciazy
aryzykiem urodzenia dziecka z rozszczepem wargi i/lub pod-
niebienia. Nie znalezZli takze dowodow potwierdzajacych ist-
nienie zaleznosci dawka-odpowiedz miedzy spozyciem alkoholu
a wzrostem ryzyka rozszczepu wargi i/lub podniebienia (15).
Podobne obserwacje odnotowali Ludwikéw i wsp., ktérzy w ba-
danej grupie 10 dzieci z FAS nie stwierdzili Zadnego przypadku
z izolowanym rozszczepem wargi i/lub podniebienia (8).

Dysfunkcje i parafunkcje

W badaniu Ludwikéw i wsp., w ktdrym przebadano 10 dzieci
z pelnoobjawowym FAS, zaobserwowano w przewazajgce;j
czesci grupy, tj. u 80%, nieprawidtowy tor oddychania -
przez usta. Digitomanie (ssanie palca) oraz obgryzanie pa-
znokci stwierdzono u 70% badanych (8). Podobnie
u Blanck-Lubarsch i wsp. odnotowano znaczaco czestsze
wystepowanie nieprawidtowego toru oddychania oraz prze-
dtuzone ssanie kciuka i smoczka, w poréwnaniu z grupa
kontrolng (11). Podobne obserwacje odnotowali Ludwikéow
i wsp, ktorzy u pacjentki z pelnoobjawowym zespotem FAS
stwierdzili oddychanie przez usta (10). Oddychanie przez
usta zawsze wigze sie z wystepowaniem zaburzen zgryzu,
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DMEFT or caries rates. Therefore, nutritional counselling and
further research on dietary habits in patients with FAS in
relation to oral health would be recommended (13). Da Sliva
also noted that compared to the control group, children with
FASD were significantly older at their first dental visit and
more dependent on public dental care (12). Similarly, during
a routine oral examination of a female patient aged 17.4
years with full-blown FAS Ludwikéw et al. noted multiple
amalgam fillings of permanent teeth (10).

Abnormalities in the enamel structure

In a study by Church et al. involving 22 children, no cases
of an enamel structural abnormality were reported (14).
A similar situation was observed by Naidoo et al., who com-
pared a study group of 90 individuals with FAS with a con-
trol group (9). In contrast, in their research, Blanck-Lubarsch
etal. studied 30 children with FASD and found significantly
higher rates of DDE (Developmental Defects of Enamel)
compared to the control group (11).

Cleft lip and/or palate

Yin et al. conducted a meta-analysis of 12 publications from
1950-2019 on the correlation of the occurrence of FAS with
cleft lip and/or palate and demonstrated there were no sig-
nificant differences between mothers who consumed or did
not consume alcohol during pregnancy and the risk of having
a child with cleft lip and/or palate. They also found no evi-
dence supporting a dose-response relationship between al-
cohol consumption and an increased risk of cleft lip and/or
palate(15). Similar observations were reported by Ludwikéw
etal. who in the study group of 10 children with FAS did not
find any cases with isolated cleft lip and/or palate (8).

Dysfunctions and parafunctions

In the study by Ludwikéw et al. involving 10 children with
full-blown FAS, an abnormal breathing pattern - through
the mouth - was observed in the vast majority of the group,
i.e.in 80%. Digitomania (finger sucking) and nail-biting were
found in 70% of the subjects (8). Similarly, Blanck-Lubarsch
et al. reported significantly higher prevalence of an abnor-
mal breathing pattern and prolonged thumb and pacifier
sucking, compared to the control group (11). Similar obser-
vations were reported by Ludwikéw et al., who confirmed
mouth breathing in a female patient with full-blown FAS
(10). Breathing through the mouth is always associated with
the occurrence of malocclusions, while bad habits play a sig-
nificant role only in some of them, probably because they
are less important than other factors associated with the
aetiopathogenesis of malocclusions (16). The literature also
indicates significantly shorter total sleep time, lower sleep
efficiency, and more nocturnal awakenings in children with
FASD (17, 18). It may suggest a connection with mouth
breathing. A dental examination of the joints and muscles
was performed on a female patient aged 17 years and 8
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natomiast zte nawyki odgrywaja znaczaca role tylko w nie-
ktorych z nich, prawdopodobnie ze wzgledu na ich mniejsze
znaczenie niz inne czynniki zwigzane z etiopatogeneza wad
zgryzu (16). W piSmiennictwie stwierdzono takze wyste-
powanie znacznie krotszego catkowitego czasu snu, nizsza
wydajnos¢ snu i wiecej nocnych przebudzen u dzieci z FASD
(17, 18). Moze to sugerowac zwigzek z oddychaniem przez
usta. Stomatologiczne badanie stawowo-mie$niowe prze-
prowadzono u pacjentki w wieku 17 lat i 8 miesiecy przez
Ludwikow i wsp. metodg analizy miofunkcjonalnej wg Bum-
mana oraz badaniem miesniowym wg Festy, a takze wyko-
nano analize posturalng (10). Na podstawie wywiadu
stwierdzono wystepowanie u pacjentki parafunkcji w po-
staci codziennego zucia gumy przez okoto dwo6ch godzin
oraz bdlow gltowy okolicy czotowej kilka razy w tygodniu.
W wyniku badania stwierdzono silng miopatie, skrécenie
poziome i pionowe struktur nadgnykowych oraz wade po-
stawy ciata. Dodatkowo pacjentka po kazdym przywiedze-
niu uktadata zuchwe w innej pozycji, co uniemozliwiato
ustalenie rodzaju wady zgryzu, a tym samym postawienie
wtasciwej diagnozy ortodontycznej. Ustalenie powtarzalnej
relacji zuchwy do szczeki w centralnej relacji ktykcia w stawie
skroniowo-zuchwowym byto niemozliwe (10).

Wystepowanie wad zgryzu
Badanie ortodontyczne przeprowadzone przez Ludwikow
obejmowato 10 dzieci (w tym 6 dziewczat i 4 chtopcow)
u ktérych zdiagnozowano pelnoobjawowy zespét FAS, a $red-
nia wieku wynosita 13,9. W badaniu norme zgryzowa stwier-
dzono tylko u 20% badanych, w ptaszczyZnie
przednio-tylnej u wiekszosci badanych dzieci (70%) stwier-
dzono Il klase Angle’a, a u 10% - Il klase Angle’a.
Powiekszony nagryz poziomy i pionowy zaobserwowano
odpowiednio u 30% badanych. Z kolei odwrotny nagryz po-
ziomy wystepowat u 10% pacjentéw, podobnie jak zgryz
otwarty przedni zdiagnozowano u 10% badanych. Wsréd za-
burzen w ptaszczyznie poprzecznej zgryz krzyzowy zdiagno-
zowano az u 30% badanych. Przemieszczenie linii poSrodkowe;j
dolnej rozpoznano u 70% badanych i byto to najczestsze za-
burzenie diagnozowane w ptaszczyznie poprzecznej. W odnie-
sieniu do oceny miejsca w tuku zebowym obecnos$¢
szparowatosci stwierdzono u 10% badanych, natomiast stto-
czenie zebow dolnych siecznych - az u 40% dzieci (8).
Church i wsp. w grupie 22 os6b z FASD potwierdzili czeste
wystepowanie nieprawidtowosci zgryzowych, ale diagnostyka
ortodontyczna byta przeprowadzona tylko u 15 badanych.
W powyzszym badaniu 4 osoby miaty stwierdzong I klase An-
gle’a oraz po 6 0sdb - 111 Il klase Angle’a, ponadto istniata duza
rozpietos¢ wieku badanych - od 3 do 26 lat (14). Podobne
wyniki zaobserwowali Naidoo i wsp., ktdrzy oceniali wystepo-
wanie wad zgryzu w grupie 90 dzieci z FAS, ze $rednig wieku
8,9. W tym badaniu stwierdzono statystycznie znaczaco wiek-
sze pojawianie sie wad zgryzu, w poréwnaniu do grupy kon-
trolnej. Najczesciej wystepujacymi anomaliami byty sttoczenia
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months by Ludwikéw et al. using myofunctional analysis
according to Bumman and muscle testing according to Festa,
and a postural analysis was also performed (10). Based on
the patient’s history, she was diagnosed with parafunctions
such as daily gum chewing for about two hours and frontal
headaches several times a week. The examination revealed
severe myopathy, horizontal and vertical shortening of the
suprahyoid structures, and a postural defect. In addition,
the patient placed the mandible in a different position after
each adduction, which made it impossible to determine the
type of malocclusion and thus to make a correct orthodon-
tic diagnosis. It was impossible to establish a reproducible
maxillo-mandibular relation in the centric condylar relation
at the temporomandibular joint (10).

Presence of malocclusions

The orthodontic study conducted by Ludwikéw included 10
children (6 girls and 4 boys) diagnosed with full-blown FAS
syndrome, with the mean age of 13.9. In the study, normal
occlusion was found only in 20% of the study children; in
the anteroposterior plane, Angle class Il was found in most
of the study children (70%), and Angle class III in 10%.

Increased overbite and overjet were observed in 30% of
the subjects, respectively. On the other hand, reversed over-
jet was present in 10% of the patients, and anterior open
bite was diagnosed in 10% of the subjects. Among the trans-
verse plane disorders, crossbite was diagnosed in as many
as 30% of the subjects. A deviated lower midline was ob-
served in 70% subjects, and it was the most common trans-
verse discrepancy. With regard to the assessment of space
in the dental arch, the presence of gaps was found in 10%
of the study children, while crowding of lower incisors - in
as many as 40% of children (8).

In a group of 22 subjects with FASD, Church et al. con-
firmed the frequent occurrence of malocclusions, but the
orthodontic diagnosis was performed only in 15 subjects.
In this study, 4 subjects had Angle class [ and Angle class II
and IIl were found in 6 subjects each. Moreover, the age
range was wide - from 3 to 26 years (14). Similar results
were observed by Naidoo et al. who evaluated the preva-
lence of malocclusions in a group of 90 children with FAS,
with the mean age of 8.9. In this study, the occurrence of
malocclusions was found to be statistically significantly
higher compared to the control group. The most common
anomalies included incisor crowding, increased overjet, and
open bite, but no classification of malocclusions was per-
formed (9). The study by Blanck-Lubrsch et al. which in-
cluded a group of 30 children shows a significantly higher
increase in malocclusions in patients with FASD, compared
to controls, and especially a higher incidence of crossbites
(19). The authors used PAR (Peer Assesment Rating Index),
developed by Richmond et al,, as a high-reliability index to
assess the severity of malocclusions and compare treatment
outcomes (20). In a case report of a female patient with FAS,
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siekaczy, zwiekszony nagryz poziomy i zgryz otwarty, ale nie
przeprowadzono klasyfikacji wad zgryzu (9). Wyniki znacznie
zwiekszonego wzrostu wad zgryzu u pacjentéw z FASD, w po-
réwnaniu z grupa kontrolng, a zwtaszcza czestszego wystepo-
wania zgryzow krzyzowych, obserwujemy w badaniu
Blanck-Lubrsch i wsp., ktére objeto grupe 30 dzieci (19). Au-
torzy skorzystali ze wskaznika PAR, czyli Wskaznika Oceny
Poréwnawczej (Peer Assesment Rating Index), jako wskaZnika
wysokiej wiarygodnosci do oceny stopnia zaawansowania wad
zgryzu oraz poréwnywania wynikow leczenia, ktory zostat
opracowany przez Richmond i wsp. (20). U Ludwikéw i wsp.
w opisie przypadku pacjentki z FAS zauwazono takze w bada-
niu wewnatrzustnym obecno$¢ zgryzu krzyzowego bocznego
lewostronnego oraz sttoczenia zebéw w tuku gérnym i dolnym
(10). Dodatkowa ocene stanu jamy ustnej przeprowadzili
Blanck-Lubarsch i wsp., ktorzy pobrali wyciski szczeki za
pomoca masy alginatowej u 30 dzieci z zespotem FAS ze $red-
nig wieku 8 lat i 8 miesiecy. Na dalszym etapie badania za
pomoca skanera ocenili gteboko$¢ podniebienia, ktéra nie wy-
kazata statystycznie istotnych réznic pomiedzy grupa dzieci
z FAS a grupa kontrolng (21). Takze Blanck-Lubarsch wyko-
rzystali skaner w badaniu zewnatrzustnym wsréd 30 pacjen-
téw z FAS. Badania wykazaty istotnie znaczace réznice
w profilu dzieci z FAS, u ktérych czeSciej odnotowano profil
retrogantyczny oraz skrocenie srodkowego i wydtuzenie dol-
nego pietra twarzy (21). Natomiast wskaznik asymetrii twarzy
nie ro6znit sie istotnie (22). Nie stwierdzono takze istotnej r6z-
nicy miedzy dzie¢mi z FAS a grupa kontrolng w pomiarach
szeroko$ci ust oraz w pomiarach szerokosci skrzydetek nosa
(23). Natomiast stwierdzono istotne réznice w odlegtosci
miedzy prawag i lewa rynienka nosa oraz dtugos$cia prawej
ilewej szpary powiekowej (23). Dodatkowo Blanck-Lubarsch
wskazuje, ze gteboko$¢ rynienki nosa jest znacznie zmniejszona
u dzieci z FAS (24). Warto zaznaczy¢, ze metody skanowania
twarzy 3D, w przeciwienstwie do oceny wizualnej, umozliwiaja
bardziej obiektywng ocene ilosciowa, a tym samym mogg do-
starczy¢ dodatkowych dowodéw w diagnostyce FAS.

Whioski

U dzieci z FASD zwraca uwage gorsza higiena jamy ustnej,
czestsze wystepowanie dysfunkcji i parafunkcji uktadu sto-
matognatycznego, a szczegdlnie oddychanie przez usta. Wy-
stepowanie wad zgryzu wsrod dzieci i mtodziezy z FAS byto
czestsze w poréwnaniu z populacjg ogélna. Najczesciej ob-
serwowano wystepowanie réznych postaci zgryzéw krzy-
zowych oraz sttoczen zebéw, a takze wad dotylnych, co
Swiadczy o wiekszej potrzebie leczenia ortodontycznego
w tej grupie badanych w poréwnaniu do populacji ogélne;j.
Dlatego wskazane jest przeprowadzanie wczesnej diagno-
styki screeningowej w kierunku wystepowania dysfunkcji
i parafunkcji u pacjentéw z FASD w odniesieniu do profilak-
tyki wad zgryzu oraz objecie tej grupy dzieci instytucjonalna
opieka stomatologiczng i ortodontyczna.
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Ludwikéw et al. also noted the presence of left lateral cross-
bite and teeth crowding in the upper and lower arch during
an intraoral examination (10). Blanck-Lubarsch et al. con-
ducted an additional assessment of the oral health status
and took maxillary impressions using alginate in 30 children
with FAS with the mean age of 8 years and 8 months. At
a further stage of the study, they used a scanner to assess
the depth of the palate, and no statistically significant dif-
ferences between the group of children with FAS and the
control group were observed (21). Blanck-Lubarsch also
used the scanner during an extraoral examination among
30 patients with FAS. Studies demonstrated significant dif-
ferences in the profile of children with FAS, as they were
more likely to have a retrognathic profile, and moreover,
shortening of the midface and lengthening of the lower face
were observed (21). In contrast, the facial asymmetry index
was not significantly different (22). There were also no sig-
nificant differences between children with FAS and controls
in measurements of the mouth width and in measurements
of the nasal ala width (23). However, significant differences
were found in the distance between the right and left nasal
groove and the length of the right and left palpebral fissure
(23). Additionally, Blanck-Lubarsch indicate that the phil-
trum depth is significantly reduced in children with FAS
(24). It is worth noting that 3D facial scanning methods, as
opposed to visual assessments, allow for a more objective
quantitative assessment and thus may provide additional
evidence in the diagnosis of FAS.

Conclusions

Children with FASD have poorer oral hygiene, more fre-
quent dysfunctions and parafunctions of the stomatognathic
system, especially such as mouth breathing. The preva-
lence of malocclusions among children and adolescents
with FAS was higher compared to the general population.
Various forms of crossbites and teeth crowding, as well as
posterior defects were most frequently observed, and it
indicates a greater need for orthodontic treatment in this
group of patients compared to the general population.
Therefore, it is advisable to perform early screening diag-
nostics for the occurrence of dysfunctions and parafunc-
tions in patients with FASD with respect to malocclusion
prophylaxis and to extend institutional dental and orth-
odontic care to this group of children.

ORTHODONTIC

ORTODONTYCZNE

243

FORUM



Prace przegladowe / Review article

Pismiennictwo / References

13.

K. Ludwikow et al.

Amos-Kroohs RM, Fink BA, Smith CJ, Chin L, Van Calcar SC, Woz-
niak JR, Smith SM. Abnormal Eating Behaviors Are Common in

1. Banach M. Alkoholowy zesp6t ptodu Teoria Diagnoza Praktyka. Children with Fetal Alcohol Spectrum Disorder. ] Pediatr 2016;
WAM 2011: 118-268. 169: 194-200.

2. Lemoine P, Harousseau H, Borteyru JP, Menuet JC. Les enfants des 14. Church MW, Eldis F, Blakley BW, Bawle EV. Hearing, Language,
parents alcooliques: anomalies observees apropos de 127 cas. Speech, Vestibular, and Dentofacial Disorders in Fetal Alcohol
Ouest Medical 1968; 21: 476-82. Syndrome. Alcohol Clin Exp Res 1997; 21: 227-37.

3. Jones KL, Smith DW. Recognition of the fetal alcohol syndrome in 15. Yin X, Li ], Li Y, Zou S. Maternal alcohol consumption and oral
early infancy. Lancet 1973; 302: 999-1001. clefts: a meta-analysis. Br ] Oral Maxillofac Surg 2019; 57: 839-46.

4. Astley SJ. Diagnostic guide for fetal alcohol spectrum disorders 16. Grippaudo C, Paolantonio EG, Antonini G, Saulle R, La Torre G, Deli
the 4-digit diagnostic code third edition. University of Washing- R. Association between oral habits, mouth breathing and maloc-
ton 2004. clusion. Acta Ital 2016; 36: 386-94.

5. Okulicz-Kozaryn K, Szymariska K, Maryniak A, Dylag A, Smigiel 17. Mughal R, Hill CM, Joyce A, Dimitriou D. Sleep and Cognition in Chil-
R, Helwich E, Domin A, Borkowska M i wsp. Rozpoznawanie dren with Fetal Alcohol Spectrum Disorders (FASD) and Children
spektrum ptodowych zaburzen alkoholowych. Zalecenia opra- with Autism Spectrum Disorders (ASD). Brain Sci 2020; 10: 863.
Icvtl)v;ane przeZkinterdy;q:jpll:a}rr;};Zzoelsi).ol} 4p:lSk1Ch ekspertow. 18. Wengel T, Hanlon-Dearman AC, Fjeldsted B. Sleep and sensory

edycynapraktyczna. Fediatria P characteristics in young children with fetal alcohol spectrum dis-

6. Chavez GF, Cordero JF, Becerra JE. Leading major congenital mal- order. ] Dev Behav Pediatr 2011; 32: 384-92.
formations among minority groups in the United States, 1981- . .

19. Blanck-Lubarsch M, Flieger S, Feldmann R, Kirschneck C, Sauer-
1986. MMWR Morb Mortal Wkly Rep 1988; 37: 17-24. land C, Hohoff A. Malocclusion can give additional hints for diag-

7. Sampson PD, Streissguth AP, Bookstein FL, Little RE, Clarren SK, nosis of fetal alcohol spectrum disorder. Alcohol Alcohol 2019; 54:
Dehaene P, Hanson JW, Graham JM Jr. Incidence of fetal alcohol 56-61.

Z}_lndrdom(?Fandtplrevalle;l;:;:.osf;l;ci};ozlzelated neurodevelopmental 20. Richmond S, Shaw WC, O’Brian KD. The development ot the PAR
isorder. feratology P OP SR ime Index (Peer Assessment Rating): reliability abd validity. Eur ] Or-

8. Ludwikéw K, Zadurska M, Czochrowska E. Wystepowanie wad thod 1992; 14: 125-39.
lzjfrzzu " le;ZISwa;eku, ro.zlwt()](.)wym;dAlkt(‘)holz(:)v;g.n;'Zsengol{em 21. Blanck-Lubarsch M, Dirksen D, Feldmann R, Sauerland C, Hohoff

odowym (FAS) badanie pilotazowe. Edentico P e ORI A. Children with Fetal Alcohol Syndrome (FAS): 3D-Analysis of

9. Naidoo S, Chikte U, Laubscher R, Lombard C. Fetal alcohol syn- Palatal Depth and 3D-Metric Facial Length. Int] Environ Res Pub-
drome: anthropometric and oral health status. ] Contemp Dent lic Health 2019; 21: 95.

Pract2005; 6: 101-5. 22. Blanck-Lubarsch M, Dirksen D, Feldmann R, Sauerland C, Kirsch-

10. Ludwikéw K, Sedkiewicz ], Obtoj B. Dental and Facial Characteris- neck C, Hohoff A. Asymmetry-index and orthodontic facial analy-
tics of a Patient with Fetal Alcohol Syndrome - Case Report. Dent sis of children with foetal alcohol syndrome using 3D-facial scans.
Med Prob 2015; 4: 505-11. Pediatr Res 2020; 88: 243-9.

11. Blanck-Lubarsch M, Dirksen D, Feldmann R, Sauerland C, Hohoff 23. Blanck-Lubarsch M, Dirksen D, Feldmann R, Sauerland C, Ho-
A. Tooth malformations, DMFT index, speech impairment and hoff A. 3D-Analysis of Mouth, Nose and Eye Parameters in Chil-
oral habits in patients with fetal alcohol syndrome. Int ] Environ dren with Fetal Alcohol Syndrome (FAS). Int ] Environ Res Public
Res Public Health 2019; 16: 4401. Health 2019; 16: 2535.

12. DaSilva K, Wood D. The oral health status and treatment needs of 24. Blanck-Lubarsch M, Dirksen D, Feldmann R, Sauerland C, Kirsch-
children with fetal alcohol spectrum disorder. Clin Oral Investig neck C, Hohoff A. 3D Analysis of Philtrum Depth in Children with
2021; 25: 3497-503. Fetal Alcohol Syndrome. Alcohol Alcohol 2019; 54: 152-8.

FORUM ORTHODONTIC

ORTODONTYCZNE FORUM

244



