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A sindrome do complexo estilo-hidideo (SCE), por vezes chamada como sindrome de
Eagle inclui a dor orofacial resultante de um processo estiloide alongado, da mineraliza-
cdo do ligamento estiloide ou do prolongamento do corno menor do osso hioide. As
condigoes acima descritas originam limitagdo da distensibilidade do complexo estilo-
-hidideo causando irritacdo das estruturas circundantes com os movimentos cervicofa-
ciais. O tratamento desta sindrome é primeiramente médico e, em caso de faléncia do
mesmo deve avancar-se para uma abordagem cirurgica. O objetivo do tratamento cirdr-
gico é a realizacdo de estiloidectomia. As abordagens cirtrgicas incluem via intra e ex-
traorais, e o risco de morbilidade associada advém da complexidade anatémica das es-
truturas contiguas. Neste artigo apresentamos dois casos clinicos em que ap6és faléncia
do tratamento médico as doentes foram submetidas ao tratamento cirtrgico por via
extraoral, uma por abordagem de cervicotomia lateral e outra por pré-auricular modifi-
cada. (Rev Port Estomatol Med Dent Cir Maxilofac. 2019;60(4):216-222)
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Extraoral surgical approaches for stylohyoid complex syndrome treatment
- two case reports

ABSTRACT

Keywords:

Internal carotid artery

Facial pain
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Elongated styloid process syndrome

The stylohyoid complex syndrome, also called Eagle syndrome, is a cause of orofacial
pain due to an elongation of the styloid process, mineralization of the stylohyoid ligament
or elongation of the lesser cornu of the hyoid bone. These pathologic conditions result
in reduced mobility of the stylohyoid complex, causing irritation of the surrounding
cervical structures upon cervical movements. The primary treatment of this syndrome
is medical. If this approach does not provide a satisfactory outcome, the surgeon should
proceed to surgical treatment by total or partial styloidectomy. The surgical approach can
be intra or extraoral, and morbidity is mainly related to the complex structures near the
styloid process. In this paper, we present two cases of stylohyoid complex syndrome
treated by styloidectomy. We used a lateral cervicotomy approach on one patient and a
modified preauricular approach on the other. (Rev Port Estomatol Med Dent Cir Maxilofac.
2019;60(4):216-222)
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Introducao

A Sindrome do Complexo Estiloide (SCE), por vezes nomeada
como Sindrome de Eagle, inclui sintomatologia recidivante,
entre as quais odinofagia, globo faringeo, disfagia, lipotimia
e dor cervical.! A etiologia ainda ndo estd completamente
esclarecida, mas possivelmente terd origem num processo
estiloide (PE) alongado, na mineralizacdo do ligamento esti-
loide ou num prolongamento do pequeno corno do 0sso
hioide e, em casos extremos, na unido éssea da apofise esti-
loide ao osso hioide ou, até, espessamento do ligamento ten-
dinoso.'?

O complexo estiloide deriva embriologicamente da carti-
lagem de Reichert do segundo arco branquial e é constituido
pelo PE, ligamento estilo-hiéideo e pequeno corno do osso
hioide.

O PE localiza-se na face inferior do osso temporal, anterior
e medial a apdfise mastoide e passa entre as artérias cardtida
interna e externa. Limitado lateralmente pela glandula paré-
tida e pelo nervo facial, medialmente pela veia jugular interna
e pelos nervos glossofaringeo, vago e hipoglosso, tendo como
limite distal habitual a parede lateral da faringe. Neste proces-
so originam-se os musculos estilo-hidideo, estiloglosso e glos-
sofaringeo (bouquet de Riolan) e os ligamentos estilo-hidideo e
estilomandibular.*

O comprimento normal do PE varia entre 2,5 e 3 cm,>”
encontrando-se alongado em 4% da populac¢do.® No entanto,
apenas 4% destes individuos apresentam sintomatologia, com
um ratio 3:1 mulher/homem, entre a quarta e a sexta décadas
de vida.l»®

Esta sindrome foi inicialmente descrita por Eagle em
1937 como “estilalgia”,? identificada em dois doentes com
PE alongado e dor orocervical.> Em 1948 o autor descreveu
duas formas da sindrome: a descrita inicialmente, conheci-
da atualmente como “classica” e a estilocarotidea ou sindro-

me da artéria carétida.®*° A primeira implica habitualmen-
te um antecedente de trauma faringeo ou amigdalectomia,
apresentando globo faringeo, disfagia, odinofagia, acufenos,
otalgia, que agravam com a palpacdo amigdalina. Esta forma
relaciona-se com a menor distensibilidade tecidual, desen-
cadeando a irritacdo de estruturas adjacentes ao complexo
estilo-hoideo que agravam como os movimentos de laterali-
dade do pescogo.>® A sindrome da artéria cardtida apresen-
ta-se com enxaquecas, cefaleias tipo cluster ou sintomato-
logia neurolégica transitéria causada pela irritabilidade do
plexo nervoso simpético periarterial.®> O SPE pode estar
associado a fendmenos isquémicos cerebrais transitérios,
existindo relatos de defeito de preenchimento da artéria
carétida interna com os movimentos cervicais, documen-
tados por angiografia.?®

Casos clinicos

Caso clinico 1

Mulher de 44 anos, encaminhada para a especialidade de
Cirurgia Maxilofacial, pelo médico de familia, por dor orocer-
vical e otalgia a direita, desde hd um ano. Na avaliac¢éo clinica
a doente descrevia um agravamento do quadro algico orocer-
vicofacial resistente aos anti-inflamatérios ndo esteroides
(AINEs) e analgésicos, associado a tonturas e episédios de li-
potimia com os movimentos cervicais de lateralidade. Negava
outra clinica acompanhante ou antecedentes de traumatis-
mo facial ou cranioencefalico.

No inicio do quadro foi avaliada por Otorrinolaringologia
que excluiu patologia otolégica e por Estomatologia, tendo
sido submetida a exodontia dos dentes 18 e 48, sem melhoria
clinica.

Ao exame objetivo ndo apresentava qualquer assimetria
orocervicofacial e a avaliagdo intraoral ndo se observaram
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quaisquer alteracoes, exceto a intensificacdo algica a palpagao
amigdalina direita.

A ortopantomografia demonstrou a presenca de PEs mui-
to alongados, estendendo-se inferiormente ao plano oclusal
(Figura 1).

A tomografia axial computorizada (TAC) revelou a presen-
ca de PEs alongados: a esquerda com 62 mm e a direita 60 mm,
apresentando calcificagdo quase total do ligamento (Figura 2),
sendo este mais espesso.

Tendo em conta o quadro clinico e os exames complemen-
tares, foi diagnosticada Sindrome do Complexo Estiloide com
as duas formas, classica e estilocarotidea.

Dado o tratamento prévio farmacolégico sem sucesso foi
proposta a estiloidectomia direita por cervicotomia lateral.
Apesar de ambos PEs estarem alongados, propds-se apenas
abordar o que apresentava sintomatologia acompanhante.

Sob anestesia geral, por cervicotomia lateral submandibu-
lar, desde o bordo anterior do esternocleidomastéideo (Figura
3), procedeu-se a dissec¢do do tecido celular subcutaneo e do
musculo platisma, identificando-se o ventre posterior do mus-
culo digastrico e o musculo estilo-hiéideo. Seguindo ambos os
musculos numa dire¢do cranial identificou-se todo o PE (Figu-
ra 4) procedendo-se, mediante visualizagdo direta, a ostecto-

Figura 1. Ortopantomografia: PEs alongados estendendo-se
inferiormente ao plano oclusal.

Figura 2. TAC com reconstru¢iao em trés dimensées onde
se pode observar PE esquerdo com 62 mm e o direito
com 60 mm.

mia 15 mm abaixo da sua origem (Figura 5). Encerramento da
ferida operatéria por planos. Dreno aspirativo durante 24 ho-
ras. O pés-operatério imediato decorreu sem intercorréncias,
com alta ao terceiro dia. Na avaliacdo pés-operatéria, ao pri-
meiro més e primeiro ano, a doente apresentava resolucdo
completa das queixas, sem outra sintomatologia acompa-
nhante (Figuras 6, 7 e 8).

Figura 4. Exposicdo cinirgica de todo o Processo Estiloide

Figura 5. Processo Estiloide ressecado
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Figura 6. Imagem em TAGC com reconstrucio em trés

dimensoes onde se comprova a resse¢ao do PE direito
alongado.

Figura 7. Doente depois de um ano de pés-operatério
com mimica facial mantida.

Figura 8. Doente depois de um ano de pés-operatério,
resultado estético cicatricial.

Caso clinico 2

Mulher de 55 anos, encaminhada para a especialidade de
Cirurgia Maxilofacial pelo neurologista, por queixas algi-
cas cervicofaciais bilaterais, exacerbadas pela degluticdo e
rotacdo do pescocgo para ambos os lados, resistente a ter-
apéutica farmacoldgica. A clinica apresentada era limita-
tiva das suas atividades diarias, obrigando ao uso de colar
cervical, para além da impossibilidade de andar de trans-
portes.

Ao exame objetivo, ndo apresentava assimetria facial, haven-
do apenas agravamento da dor a palpacdo das regides amig-
dalinas palatinas, bilateralmente.

A TAC demonstrou a presenca de ambos PEs alongados,
com 45 mm a esquerda e 40 mm a direita (Figura 9). O Eco
Doppler cervical verificou diminuicao da velocidade do fluxo
sanguineo ao nivel da artéria carétida interna direita com a
rotacao cervical direita.

Perante o quadro clinico e os exames complementares de
diagnéstico, foi diagnosticada Sindrome do Complexo Estiloi-

Figura 9. TAC com reconstru¢iao 3D que mostra a presenca
de PEs alongados 45 mm a esquerda e 40 mm a direita.

Figura 10. Via pré-auricular identificagdo do nervo facial
- isolado na referéncia azul - para abordagem de PE.
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Figura 11. Processos estiloides ressecados.

Figura 12. Cicatriz no primeiro més de p6s-operatério.

Figura 13. Mimica facial mantida no primeiro més de
pOs-operatorio.

Figura 14. Imagem em TAC com reconstrucao em trés
dimensoes onde se comprova a resse¢ao dos PEs
alongados.

de bilateral, forma estilocarotidea, tendo sido proposta estiloi-
dectomia bilateral por via externa, pré-auricular.

Sob anestesia geral, procedeu-se bilateralmente a incisao
cutanea, desde o trago até a apdfise mastoide, passando pelo
bordo inferior do lobo do pavilhao auricular. Num plano pro-
fundo identificou-se a origem do ventre posterior do digas-
trico e o nervo facial na sua saida do foramen estilomastoideo,
por forma a evitar lesdes iatrogénicas deste ultimo (Figura
10). Seguidamente por medial, identificou-se o PE e procedeu-
-se a sua resseccgdo ap6és a disseccdo cuidadosa dos tecidos
circundantes (Figura 11). A ferida operatéria foi encerrada
por planos, deixando-se um dreno aspirativo na loca duran-
te as primeiras 24 horas. O pds-operatério imediato decorreu
sem intercorréncias, pelo que a doente teve alta ao terceiro
dia. Na avaliacdo pés-operatdria, no final do primeiro més, a
doente apresentava resolucao completa das queixas, sem
qualquer outra sintomatologia acompanhante (Figuras 12,
13 e 14).

Dicussao e conclusoes

A Sindrome do Complexo Estiloide é uma entidade diagnosti-
cada com base na histéria clinica, no exame objetivo e em
exames complementares de diagnéstico. O diagnéstico difer-
encial da dor orocervicofacial lateral deve incluir, entre out-
ros, a nevralgia do glossofaringeo e do trigémeo, disfuncdo da
articulacdo temporomandibular, arterite temporal, doencgas
das glandulas salivares, amigdalite crénica, tumores da
faringe e base da lingua, refluxo laringofaringeo, patologia
dentéria, cefaleias atipicas e mastoidite. A SCE deve ser con-
siderada em doentes com dor persistente e recorrente latero-
cervical, faringea ou submandibular que nao é justificada
pela presenca de nenhuma das etiologias descritas anterior-
mente.>° No entanto, em casos de dor bilateral com a rotagédo
cervical, este diagnéstico deve ser considerado inicialmente.

Alguns autores sugerem como manobra diagndstica a infiltra-
cao de anestésicos locais na loca amigdalina que, em caso de
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positiva, produz uma melhoria da sintomatologia.'® Esta ma-
nobra, ndo exclui outras patologias como, por exemplo, a ne-
vralgia do glossofaringeo.?

O tratamento da SCE deve ser faseado, iniciando-se com
uma atitude conservadora, mediante tratamento farmacolé-
gico, e no caso de persisténcia do quadro clinico avancar para
o tratamento cirtrgico por estiloidectomia. O sucesso dos tra-
tamentos, médico e cirtrgico, é inferior a 80%. Pensa-se que o
insucesso do tratamento esteja relacionado com outros facto-
res desconhecidos implicados na sua etiopatogénese.”

O tratamento conservador baseia-se no tratamento da dor
neuropdtica mediante o uso de AINEs, carbamazepina, val-
proato, gabapentina ou amitriptilina.’ Uma op¢éo eficaz na
paliacdo sintomdtica aguda é a infiltracdo da loca amigdalina
de um anestésico local ou de corticoesteroides. Esta opc¢do
pode ser eficaz na paliagdo sintomatica aguda, no entanto a
durabilidade esta limitada pela semivida dos farmacos, para
além de que administracdes repetidas podem provocar efei-
tos deletérios. Ha descri¢des de manipulagdo indireta digital
do PE através da loca amigdalina provocando fratura do mes-
mo, mas esta técnica ndo foi provada como sendo segura ou
reprodutivel.?”

O tratamento cirdrgico consiste na estiloidectomia, por
abordagem intraoral ou extraoral, ndo havendo consenso de
qual é a mais indicada,'? em particular em situagdes de alon-
gamentos moderados.

A abordagem intraoral, descrita inicialmente por Eagle em
1937, com uma incisdo de aproximadamente 1 cm sobre o PE
que é dissecado das estruturas envolventes, procedendo-se a
sua seccdo.” Uma adaptagdo da técnica original, que incluia a
realizacdao de uma amigdalectomia quando a mesma nao tinha
sido realizada anteriormente, propoe uma incisao no pilar amig-
dalino anterior evitando-se a necessidade de amigdalectomia.?

Alguns autores recomendam o uso destas técnicas com
controlo endoscépico ou navegagao intraoperatéria, reduzindo
assim a taxa de complicagdes.??1?

As vantagens da abordagem intraoral sdo, menor duragao
do procedimento, auséncia de cicatrizes visiveis, menos dis-
seccdo dos tecidos adjacentes e mais rdpida recupera-
¢d0.357:1112 As desvantagens sdo potencialidade da infegdo dos
espacos cervicais profundos, campo operatério limitado, dificil
visualizacao e escassa exposicdo das estruturas contiguas, ha-
vendo risco acrescido de lesao neurovascular. O risco de com-
plicacoes pds-operatorias, nomeadamente trismos e edema da
via aérea,’”-1%12 faz com que a abordagem intraoral bilateral
no mesmo tempo operatério seja considerada uma contrain-
dicacdo relativa.?

A abordagem extraoral foi descrita inicialmente por Loeser
e Cardwell* em 1942 como uma abordagem de cervicotomia
lateral, como a realizada no caso clinico 1, mais adequada para
PEs muito alongados.

Alternativas a esta abordagem, com a principal vantagem
de terem um melhor resultado estético, sdo as abordagens de
ritidectomia e a pré-auricular,*’:1* particularmente 1til para
PEs moderadamente alongados.

A abordagem pré-auricular, como a realizada no caso cli-
nico 2, descrita classicamente desde a raiz do hélix até ao lobo
auricular, foi adaptada para melhor visualiza¢do do campo
operatério.

A vantagem principal da abordagem extraoral, em par-
ticular a submandibular para casos de apéfises estiloides
muito longas,'* como no caso clinico 1, é a melhor visuali-
zagdo do campo operatério e das estruturas adjacentes,
reduzindo a possibilidade de lesdo de estruturas neurovas-
culares,1.3.57,9,11,12,15

As desvantagens principais das abordagens extraorais sao
a cicatriz cutdnea, o maior tempo cirdrgico e risco de lesdo do
nervo facial,® do ramo mandibular na abordagem submandi-
bular ou do troncos principais na abordagem pré-auricular.

Da experiéncia adquirida e pelos bons resultados obtidos,
tanto estéticos como funcionais, consideramos que ambas as
abordagens extraorais apresentadas fornecem solugdes cirir-
gicas seguras e eficazes. No entanto, as opgdes terapéuticas
devem ser cuidadosamente avaliadas e individualizadas para
cada caso clinico.

A Sindrome do Complexo Estiloide deve fazer parte do
diagnéstico diferencial de dor orocervicofacial. O seu trata-
mento deve ser faseado, iniciando-se sempre por medidas
conservadoras. Nos casos de necessidade de abordagem ci-
rurgica, esta deve ser adaptada a cada caso clinico, permitin-
do a abordagem extraoral uma melhor visualiza¢do do campo
operatério reduzindo a possibilidade de lesdo de estruturas
neurovasculares.
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