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A anquilose da articulacdo temporomandibular é a fusdo entre o condilo mandibular e
a cavidade glenoéide, gerando restri¢do aos movimentos articulares, fun¢ao mastigatéria
limitada além de consequéncias estéticas e psicossociais. A condigdo ainda apresenta
influéncia no desenvolvimento facial, erupgao e posicionamento dentarios quando ocor-
re em pacientes em crescimento. O estudo relata um caso clinico de AATM unilateral
esquerda com infecgdo otoldgica prévia. A alteragdo evoluiu com completa impossibili-
dade de abertura bucal e complicagdes odontolédgicas e psicossociais. Artroplastia inter-
posicional foi a técnica de escolha com utilizacdo de retalho do musculo temporal como
material de interposi¢do acompanhada de coronoidectomia ipsilateral. Apés o procedi-
mento cirdrgico, obteve-se abertura bucal de 45 mm e o caso seguiu com tratamento
multidisciplinar com fonoterapia e ortodontia. Dois anos apds a cirurgia, o paciente
apresentou abertura interincisal maxima de 37 mm e auséncia de sinais de recidiva, o
que confere estabilidade a conduta terapéutica proposta. (Rev Port Estomatol Med Dent
Cir Maxilofac. 2018;59(1):54-60)
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Interpositional arthroplasty for temporomandibular ankylosis treatment:
a pediatric case report

ABSTRACT

Keywords:
Temporomandibular ankylosis
Temporomandibular joint
Temporomandibular disorder

Temporomandibular joint ankylosis is the fusion between the mandibular condyle and the
glenoid cavity, and it generates joint movement restriction, limited masticatory function, as
well as aesthetic and psychosocial consequences. Furthermore, when it occurs in growing
patients, this condition influences facial development and dental eruption and positioning.
The present study reports a clinical case of left unilateral ankylosis with otologic infection
history. This condition evolved to complete incapability to open the mouth, besides the psy-
chosocial complications. The chosen treatment was interpositional arthroplasty, using a tem-
poral muscle flap as the interposition material and ipsilateral coronoidectomy. After the sur-
gical procedure, the technique provided a mouth opening of 45 mm, and the case was referred
to multidisciplinary treatment with speech and orthodontic therapy. Two years after surgery,
the patient had a maximum interincisal opening of 37 mm with no signs of relapse, thus
granting stability to the proposed therapeutic approach. (Rev Port Estomatol Med Dent Cir
Maxilofac. 2018;59(1):54-60)
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Introducao

A anquilose da articulagdo temporomandibular (AATM) é a
fusdo entre o condilo mandibular e a superficie articular do
osso temporal restringindo movimentos mandibulares. A
condigdo limita a fungdo mastigatoéria, podendo causar dese-
quilibrios nutricionais e alteragdes psicossociais e estéticas.’?

A AATM pode ocorrer em qualquer idade, porém é mais
frequente em criangas com menos de 10 anos, com ocorréncia
na primeira década de vida.? Essa condicdo é acompanhada
de alteragdes na erupgao e posicionamento dentarios e desen-
volvimento craniofacial como micrognatia e assimetria facial.*

Dentre os fatores etiolégicos mais comuns estdo o trauma,
infecdo na regido da ATM,”> condicoes inflamatérias sistémicas e
locais® e neoplasias.” Em adultos, o trauma é apontado como a
causa mais comum. Ja em criancas, infe¢do, principalmente quad-
ros de otite, tem sido relatada como a principal causa.’Entretanto,
a etiologia idiopatica da condi¢do também é considerada.’

De modo adicional, ressalta-se ainda a associacdo da
condicdo com alteracdes genéticas. Mutagdes no gene ANK e po-
limorfismos no gene ANKH foram determinantes para artrite em
ratos e anquilose espondilosante em humanos.*® Embora a ATM
seja um sitio susceptivel, a relagdo entre desordem temporoman-
dibular e o gene ANKH ainda é desconhecida. Contudo, polimorf-
ismo no gene ANKH foi associado ao aumento de travamento
mandibular,'? justificando investiga¢des mais aprofundadas em
expressoes e interacoes desses polimorfismos com AATM.

Os mecanismos moleculares envolvidos na AATM ainda
sdo pouco elucidados. A formacao e reabsorgio dssea sdo pro-
cessos essenciais durante a cicatriza¢io do osso, pois mantém
o equilibrio da remodelacgédo éssea entre osteoblastos e osteo-
clastos. A radiologia e a histologia da massa 6ssea anquilosa-
da demonstram que a AATM apresenta semelhancas com os
processos de cicatrizacdo de fraturas dsseas.!?

O metabolismo 6sseo esta diretamente relacionado a fungao
da triade molecular glicoproteica RANK (Receptor Ativador do
Fator Nuclear Kappa B), RANKL (Receptor Ativador do Fator Nu-
clear Kappa B) e OPG (Osteoprotegerina).”'* O envolvimento do
sistema na patogénese da AATM relatou razao RANKL/OPG re-
duzida no grupo de massa 6ssea anquilosada em comparagao
com o grupo de controle, sugerindo que a deficiéncia de osteo-
clastos pode ser um fator importante que afeta a AATM.'* Outro
estudo relatou que a mesma relagdo contribuiu para a formacao
de osso novo em pacientes com espondilite anquilosante.’

O diagnéstico da AATM é geralmente realizado com base
em sinais e sintomas e confirmados por exames de imagem.
O detalhado exame clinico e anamnese sdo de grande im-
portancia para o levantamento de hipdtese sobre o tipo de
comprometimento articular.’®

O tratamento da AATM, cirtrgico, é um verdadeiro desafio
ainda nos dias atuais devido a alta taxa de recidivas. Os obje-
tivos principais desta modalidade de tratamento sdo a re-
mocdo meticulosa e radical da estrutura éssea anquilosada,
além de reconstrugdo e restauragdo da funcédo fisioldgica da
mandibula.! Todavia a conduta néo oferece resultados total-
mente previsiveis. As complica¢gdes mais frequentemente re-
latadas apds o tratamento sdo a abertura limitada da boca e
recidiva do quadro.V

Dessa forma, o presente artigo objetivou descrever um caso
clinico de AATM diagnosticado na infancia com abordagem
etioldgica e terapéutica.

Caso clinico

O protocolo clinico do trabalho foi submetido e aprovado pelo
Comité de Etica em Pesquisa do Instituto Nacional de Trau-
matologia e Ortopedia (INTO).
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Paciente de 9 anos de idade e género feminino foi en-
caminhada para setor de Cirurgia Cranio-Maxilofacial do
INTO para avaliacdo de anquilose temporomandibular, com
queixa de dor a mastigacdo e limitacdo de abertura bucal. A
histéria médica pregressa mostrou episédio de otite média
aos dois anos de idade com internamento hospitalar de 18
dias. O quadro evoluiu com AATM unilateral esquerda. O
parto da paciente ocorreu por cesariana sem intercorrén-
cias. Nao hd relato de trauma na regido da articulacao tem-
poromandibular. A condigdo gerou transtornos emocionais
devido ao “bullyng” sofrido no ambiente escolar. Durante a
avaliagdo clinica, observou-se completa impossibilidade de

Figura 1. Tomografia computadorizada com reconstrucio
3D. Visdo lateral esquerda, evidenciando a hipertrofia do
processo corondide e a fusdo 6ssea verdadeira

Figura 2. Acesso a ATM esquerda por incisdo pré-auricular
com extensao temporal. Marcacao da linha de incisao.

abertura bucal (0 mm) e micrognatia. Dados tomograficos
evidenciaram AATM unilateral esquerda e deficiéncia man-
dibular (Figura 1).

A conduta cirdrgica proposta foi artroplastia interposicio-
nal (Al) com utilizacdo de retalho de musculo temporal como
material interposicional, seguida de coronoidectomia ipsilat-
eral. Apds anestesia geral com entubag@o nasotraqueal, o aces-
so a ATM foi realizado por meio de incisdo pré-auricular com
extensdo temporal. A incisdo inicial foi feita através da pele e
tecido subcutédneo até a profundidade da fascia temporal (Fig-
uras 2 a 6). Apés o procedimento cirdrgico, obteve-se uma ab-
ertura de boca de 45 mm. (Figuras 7 e 8).

O acompanhamento multidisciplinar baseou-se em ses-
soes de fonoterapia especializadas em motricidade oral real-
izado por dois anos com reducdo da frequéncia ao longo do
tratamento. Inicialmente foi realizada trés vezes por semana,
e apés trés meses houve aumento de intervalo entre as ses-
soes, entretanto com continuidade da terapia domiciliar su-
pervisionada. A paciente iniciou também tratamento
odontolégico restaurador, periodontal e ortodéntico. Apés 2

Figura 3. Acesso a ATM esquerda por incisdo pré-auricular
com extensdo temporal. Face do miisculo temporal.

As setas indicam o bloco anquilético. O asterisco indica

o musculo temporal.

Figura 4. Fragmento 6sseo resseccionado medindo 3 cm.
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Figura 5. Artroplastia interposicional com utilizacdo de Figura 8. Resultado do tratamento cirirgico da AATM.
retalho de misculo temporal como material Manutencao de boa abertura apos o 3.° més do pés
interposicional. Acesso pré-auricular estendido para operatorio.

regidao temporal facilitando a dissec¢ao da por¢ao do

musculo a ser interposto na artroplastia. As setas

indicam a marcagdo e dissec¢io do retalho do misculo

temporal. Os asteriscos indicam o bloco anquilético (a,b).

Figura 9. Evolugdo da amplitude bucal pés cirargica: 34 mm.

Figura 6. Resultado do tratamento cirdrgico da AATM.
Zero de abertura de boca no pré operatorio.

Figura 10. Evolucdo da amplitude bucal pés cinirgica: 36 mm.

Figura 7. Resultado do tratamento cinirgico da AATM. 45 anos do procedimento cirdrgico, apresentou abertura bucal de
mm de abertura interincisal no final da cirurgia com 38 mm e aguarda maturidade 6ssea para realizagdo de cirurg-

ia ortognética (Figuras 9 a 11).

alongamento forcado.
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Figura 11. Evolucdo da amplitude bucal pés cinirgica: 38 mm.

Discussao e conclusoes

O caso clinico apresentado ilustrou AATM unilateral carater-
izada, clinicamente, por assimetria facial e retrusao mandib-
ular associada a desvio de mento. O comprometimento fun-
cional foi evidenciado pela dificuldade na mastigacao,
degluticdo e fonacgdo. Adicionalmente, a restricdo de abertura
bucal, em casos de AATM, associa-se a higiene bucal limita-
da.? As caracteristicas clinicas evidenciadas em literatura
foram compativeis com os dados do relato de caso apresenta-
do, no qual o diagnéstico clinico baseou-se na sintomatologia
dolorosa mastigatéria e abertura bucal limitada.

A abordagem diagnéstica da AATM inclui exames comple-
mentares imaginoldgicos. A deformidade articular, perda total
de espaco articular e formacgédo éssea anormal ao redor da ar-
ticulagdo é observada em radiografias panoramicas. Contudo,
a natureza e extensao total da patologia é revelada por exam-
es mais especificos como tomografia computadorizada, a qual
confere maior precisdo diagnéstica e riqueza detalhes,’® como
a reducgdo do espago articular e a presenca de crescimento
6sseo anormal. Dessa forma, o exame permite a realizacdo de
diagnéstico diferencial com outras altera¢ées morfoldgicas e
patoldgicas da ATM.' O diagnéstico definitivo do caso apre-
sentado baseou-se em achados clinicos e imagens de tomogra-
fia computadorizada, as quais ainda auxiliaram no planeja-
mento do tratamento proposto.

A etiologia da AATM inclui trauma, artrites, infecdes, ciru-
rgias prévias na ATM, além da possibilidade de ser congénita
ou idiopatica.?%?! O presente estudo sugere a possibilidade de
associacdo da AATM com o histérico de infegdo otoldgica
prévia unilateral embora néo seja descartado o carater id-
iopatico da condicdo. AATM com histérico de otite em paciente
pediatrico ja foi relatado na literatura. O autor ainda relata que
em paises de terceiro mundo a infec¢do permanece como a
causa mais comum de AATM infantil / ou em criancas varian-
do entre infec¢des odontogénicas, orais, cutaneas locais
otolégicas e quadros de osteomielite.??

Efeitos psicossociais no individuo e familiares também foram
associadas a AATM. As alteracdes faciais estéticas, limitacdo de
higiene bucal e restri¢do de fun¢do mastigatéria afetam o desen-

volvimento cognitivo-comportamental e influenciam aspectos
sociais.?? O papel familiar também apresenta forte participacdo
no tratamento e estabilidade dos casos tratados.?? O presente
estudo ressalta a importéncia do acompanhamento multidisci-
plinar pés-cirirgico e o compromisso dos pais para com a reabil-
itacao do caso, fatores primordiais para o sucesso do tratamento.

A anquilose da ATM quando ocorre na infancia pode preju-
dicar o crescimento craniofacial gerando assimetrias faciais
severas.?#?> O condilo mandibular, considerado um sitio de
crescimento mandibular, quando é afetado pela anquilose re-
stringe o crescimento da face média gerando retrusdo mandib-
ular e deformidades faciais.?> Além disso, o alongamento se-
cundario e hipertrofia do processo coronoide é evidenciado e
acentua a restricdo do movimento mandibular. A paciente do
estudo mostrou grave retrusao mandibular, o que justificou a
indicac8o de cirirgica ortogndtica apds a maturagao esquelética.

Variaveis técnicas cirdrgicas foram descritas para o trata-
mento da AATM e nenhuma estratégia foi uniformemente
estabelecida justificando a complexidade da condi¢do.?® Re-
centemente, uma meta-andlise em que foram incluidos 17
estudos envolvendo 740 participantes com anquilose da ATM
tratados com abordagens cirirgicas (artroplastia de abertura,
Al e reconstrucao articular), concluiu que a Al de gap é o trat-
amento mais frequente da anquilose da ATM com menor taxa
de recidiva, seguida da reconstrucao articular e artroplastia
em gap.® No presente caso foi utilizada a Al, caracterizada pela
resseccdo da massa anquilética seguida de interposicdo do
material biolégico fascia do musculo temporal. Todavia, outros
materiais podem ser utilizados como derme, cartilagem auric-
ular e materiais ndo biolégicos como silicone e acrilico, evitan-
do dessa forma, a recidiva da condi¢do.4’

As vantagens da Al sao a sua simplicidade e menor tempo
de operacdo. Contudo, encurtamento da unidade condilo-ramo
pode gerar mé oclusdo de mordida aberta anterior, formagao
de pseudoartrose e risco de lesdo da artéria maxilar interna.?®
Em avaliacdo comparativa com a reconstrucao condilar (RC),
a técnica de Al ndo mostrou diferengas estaticamente signifi-
cativas em escores de dor e abertura bucal maxima. Dessa
forma, a decisdo de tratar a anquilose da ATM com Al ou RC
nao deve ser feita a partir das diferencas esperadas no des-
fecho clinico entre os dois procedimentos.?’ O presente estudo
evidenciou a eficicia da técnica com o aumento da amplitude
bucal e a restauracdo da fungdo mastigatéria da paciente.

Quanto a estabilidade do tratamento, limitagdo na ampli-
tude mandibular e reanquilose foram as complica¢des mais
frequentes. De encontro a conduta de alguns cirurgioes, a recid-
iva de casos infantis ndo se deve a falta de cooperacdo com o
tratamento reabilitador com fisioterapia e fonoaudiologia, mas
aressec¢do inadequada da massa anquildtica. Tal fato pode ser
evidenciado pela abertura bucal passiva no periodo transcirtr-
gico. Caso haja necessidade de uma forga excessiva para aber-
tura, no periodo pds-operatério o movimento serd muito mais
doloroso gerando insucesso, independentemente do nivel de
cooperacao do paciente na reabilitacdo. Dessa forma, planea-
mento refinado permite que o cirurgido identifique a local-
izacao, extensdo e relagdes anatémicas da drea anquilética.”? A
tomografia possibilita imagem com processamento tridimen-
sional de corte fino permitindo direcionar o cirurgido em oper-
acoes complexas de forma mais precisa e segura. Ressalta-se
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ainda a necessidade do tratamento multidisciplinar reabilitador
pds-cirturgico para melhor estabilidade do caso.?”

A etiologia idiopatica da anquilose reduz a possibilidade
de tratamentos especificos direcionados a causa da condicéo,
tornando o progndstico obscuro e sem controle de recidi-
vas.”®?° Estudos evidenciam que a espondilite anquilosante
compartilha similaridades com outros tipos de artrites in-
flamatorias com altos niveis de citocinas pré-inflamatérias e
atividade osteoclatica. Apds a fase inflamatéria uma ossifi-
cagdo excessiva ocorre na regido da erosao inicial o que carac-
teriza o quadro de anquilose marcado pelo aumento da razdo
de OPG/RANK no soro dos participantes.'® Entretanto o me-
canismo de iniciacdo e progressdo da AATM ainda é descon-
hecido. Dessa forma, ressalta-se a necessidade de investi-
gacdes moleculares na patogénese da AATM elucidando
fatores etiolégicos e direcionando terapias especificas, princi-
palmente em casos pediatricos ja que a condicdo apresenta
direta relagao com o desenvolvimento craniofacial

A identificagdo de biomarcadores genéticos para AATM é
uma conduta promissora para diagnésticos especificos e trat-
amento precisos. Em humanos o gene ANKH foi associado a
uma variedade de defeitos esqueléticos e articulares, incluin-
do espondilite anquilosante, artropatia rasgada do manguito,*
displasia craniometafisdria,' e condrocalcinose.*? Disttrbios
da ATM tém sido relacionados a alteracdes genéticas na triade
RANK/OPG/RANKL tanto em manifestacdes locais®? como em
associagdo com outras artropatias®* conferindo o papel
sistémico e primordial da triade molecular.

O estudo mostra-se limitado quanto a identificacdo espe-
cifica do fator etiolégico envolvido no caso sugerindo relacdo
com infecdo prévia sem eliminar o carater idiopatico da
condicao. Ressalta-se a necessidade de novos estudos com
exames de imagens iniciais e finais evidenciando a corregao
do dano estrutural. Estudos de avaliacdo de predisposicdo
genética a AATM também sdo promissores para futuras con-
dutas terapéuticas.

A artroplastia com interposicional de fascia temporal rep-
resenta uma adequada alternativa para o tratamento de paci-
ente infantil com AATM. O planejamento preciso e tratamen-
to pés-cirtrgico multidisciplinar adequado sdo imprescindiveis
para o sucesso e estabilidade da conduta terapéutica proposta.
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