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Resumo

Introducdo: A displasia fibrosa monostética envolvendo a regido maxilo-facial é mais frequente na maxila, podendo
ocorrer em outros 0ssos. Na maioria dos casos, a condigcdo é assintomatica e tem um crescimento lento, com evolucao
autolimitada, associada a maturacdo esquelética. O tratamento cirdrgico conservador é a conduta de eleicdo, sempre
que possivel. Objetivo e relato do caso: O artigo tem por objetivo apresentar o relato de um caso clinico de paciente
jovem, com diagndstico de displasia fibrosa monostotica zigomatica-maxilar. O tratamento proposto foi a resseccéo
da lesdo e reconstrucdo imediata do defeito com enxerto 6sseo bovino liofilizado. O enxerto foi mantido com
microplaca e parafusos de titanio. O paciente permaneceu em controle clinico e imaginoldgico sem evidéncias de
recidiva no periodo pds-operatério de seis anos. Consideragfes finais: Na reconstru¢do imediata, 0 enxerto 6sseo
bovino liofilizado atuou como arcabougo osteocondutor e favoreceu a recuperagdo volumétrica da érea,
proporcionando suporte para reorganizagao do defeito dsseo.

Palavras-chave: Enxerto 6sseo; Materiais biocompativeis; Cirurgia bucal.

Abstract
Introduction: Monostotic fibrous dysplasia involving the maxillofacial region is more frequent in the maxilla and may
occur in other bones. In most cases, the condition is asymptomatic and has a slow growth, with self-limited evolution,
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associated with skeletal maturation. Conservative surgical treatment is the preferred approach, whenever possible.
Objective and case report: The article aims to present the report of a clinical case of a young patient diagnosed with
zygomatic-maxillary monostotic fibrous dysplasia. The proposed treatment was the resection of the lesion and
immediate reconstruction of the defect with a lyophilized bovine bone graft. The graft was maintained with a titanium
microplate and screws. The patient remained under clinical and imaging control with no evidence of recurrence in the
six-year postoperative follow-up. Final considerations: In the immediate reconstruction, the lyophilized bovine bone
graft acted as an osteoconductive framework and favored the volumetric recovery of the area providing support for the
reorganization of the bone defect.

Keywords: Bone transplantation; Biocompatible materials; Surgery oral.

Resumen

Introduccion: La displasia fibrosa monostética que afecta a la region maxilofacial es mas frecuente en el maxilar y
puede ocurrir en otros huesos. En la mayoria de los casos, la condicion es asintomatica y tiene un crecimiento lento,
con evolucion autolimitada, asociada a la maduracion esquelética. El tratamiento quirargico conservador es el enfoque
preferido, siempre que sea posible. Objetivo y reporte de caso: El articulo tiene como objetivo presentar el reporte de
un caso clinico de un paciente joven diagnosticado de displasia fibrosa monostdtica cigomatico-maxilar. El
tratamiento propuesto fue la reseccidn de la lesidn y la reconstruccion inmediata del defecto con injerto dseo bovino
liofilizado. El injerto se mantuvo con una microplaca de titanio y tornillos. El paciente permanecié bajo control
clinico y de imagen sin evidencia de recidiva en el postoperatorio de seis afios. Consideraciones finales: En la
reconstruccién inmediata, el injerto 6seo bovino liofilizado actué como marco osteoconductor y favorecio la
recuperacion volumeétrica de la zona proporcionando apoyo para la reorganizacion del defecto 6seo.

Palabras clave: Trasplante dseo; Materiales biocompatibles; Cirugia bucal.

1. Introducéo

A displasia fibrosa (DF) é uma anomalia do desenvolvimento esquelético caracterizada pela substituicdo do 0sso
normal pelo excesso de proliferacdo de tecido fibroso em trabéculas dsseas irregulares (Assiri, 2020; Pereira et al., 2019).
Quando envolve apenas um o0sso é dita monostotica e poliostotica quando aleatoriamente atinge multiplos ossos ou esta
associada a manifestacBes extra-esqueléticas como na Sindrome de McCune-Albrigt (Boyce & Collins, 2020; Hagelstein-
Rotman et al., 2021; Hartley et al., 2019; Pereira et al., 2019; Pontes-Madruga et al., 2020).

Na regido craniofacial, 0 complexo zigomatico-maxilar e o0 mais afetado pela DF monostética (Assiri, 2020; Bertin et
al., 2020; Pontes-Madruga et al., 2020; Verma et al., 2013). Clinicamente, uma DF causa expansdo 6ssea, sendo geralmente
diagnosticada na infancia, adolescéncia ou adulto até terceira década de vida. O inicio desta condicdo esta associado ao
crescimento esquelético ativo podendo apresentar curso autolimitado. Mutagdes somaéticas pds-zigoéticas sdo observadas no
gene GNASL e associadas a displasia fibrosa (Ahn et al., 2018; Boyce & Collins, 2020; Pereira et al., 2019). A transformacéao
maligna espontanea da DF é considerada um evento raro (Assiri, 2020; Lee et al., 2012; Sadeghi & Hosseini, 2011).

A indicacdo do tratamento cirdrgico, por motivos funcionais, diagndsticos e estéticos, leva em consideragdo a
progressdo e a possibilidade de recorréncia (Mici & Belli, 2018). LesGes monostéticas podem ser tratadas através de forma
conservadora (cosmética) ou por resseccao cirdrgica associada a reconstrucao imediata. O enxerto 6sseo bovino liofilizado é
biocompativel, de facil obtencéo, alta disponibilidade, e guarda grande semelhanca ao 0sso humano. Permite modelagem da
area a ser reconstruida, servindo como arcabougo osteocondutor (Galia et al., 2008; Galia et al., 2011; Galia et al., 2012;
Ribeiro et al., 2015).

2. Metodologia

Trata-se de estudo retrospectivo, descritivo e observacional no formado de Relato de Caso Clinico (Alsaywid &
Abdulhag, 2019; Estrela, 2018) de um paciente tratado, sob anestesia geral, em ambiente hospitalar. Os dados descritivos
foram coletados através de acesso ao prontuario fisico e eletronico, ap6s autorizagdo do paciente, mediante assinatura do
Termo de Consentimento Livre e Esclarecido. Foram feitas buscas na literatura utilizando 0 MeSH Database através da

padronizacdo das palavras-chave. A discusséo foi baseada nas publicacBes anteriores acerca do tema.
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3. Relato de Caso

Paciente masculino, 15 anos, higido, sem histérico de doencas prévias ou alergias, foi encaminhado pela unidade
basica de salde, para avaliacdo de aumento de volume em face, com evolucdo de mais de um ano. O paciente relatou auséncia
de sintomatologias associadas. No exame clinico extra-bucal observou-se aumento de volume limitado e endurecido, em regido
infraorbitaria esquerda. Ndo foram identificadas alteracdes nos tecidos moles (Figura 1A).

Na oroscopia foram observadas auséncias clinicas dos terceiros molares. Demais tecidos e estruturas intra e peribucais
sem alteracBes. O exame tomografico de face revelou lesdo insuflante, centrifuga, com cerca de 1cm de espessura na estrutura
6ssea medular a partir da por¢do medial do rebordo infraorbitario esquerdo invadindo soalho da 6rbita, sugestiva de displasia
fibrosa (Figura 1C). Foi registrada a presenca de terceiros molares retidos. O exame cintilografico de esqueleto mostrou
captacdo do radiofarmaco na regido da leséo.

O paciente foi submetido a intervencdo cirdrgica sob anestesia geral para remoc¢éo da lesdo e reconstrucdo do defeito.
A incisdo, em pele, foi realizada na regido infraorbitaria esquerda. Apds divulsdo, descolamento e exposi¢do da rea afetada, a
demarcacdo limitrofe foi realizada com brocas esféricas, seguida por ostectomia em bloco, conduzida por cinzel e martelo
(Figuras 2A e 2C). A reconstrugdo imediata do defeito foi realizada com enxerto 6sseo bovino liofilizado (Figura 2D). Este foi
esculpido e adaptado a regido, mimetizando o soalho e reborda 6sseos, sendo imobilizado com 1 microplaca de 8 furos e 6
parafusos de titdnio (Figura 2B). As suturas, organizadas nos planos teciduais, foram finalizadas com o fechamento
intradérmico da pele. Na sequéncia a remogdo cirdrgica dos terceiros molares retidos completou o atendimento. A remogéo da
sutura em pele, ocorreu no décimo dia pds-operatorio. O exame histopatolégico, confirmou o diagndstico de displasia. O
paciente foi acompanhado através de exames clinicos e tomograficos, ndo sendo observadas alteragdes e recidivas no periodo
de controle de seis anos p6s-operatérios (Figuras 1B, 1D, 3A e 3B).
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Figura 1: Aspectos clinico e tomografico no pré e pos-operatério do paciente.

A — Aspecto clinico extra-bucal pré-operatério. Evidencia-se o aumento de volume na regido infraorbitéaria esquerda.

B — Controle clinico extra-bucal pds-operatério (seis anos). Observa-se asimetria facial e discreta cicatriz em pele associada a regido infraorbitaria esquerda.

C — Tomografia computadorizada de face pré-operatdria, corte axial. Identifica-se lesdo insuflante, na estrutura 6ssea medular da por¢do medial do rebordo
infraorbitério esquerdo.

D — Tomografia computadorizada de face pds-operatoria (seis anos), corte axial. Observa-se a integracdo dos meios de fixagdo rigida. Ndo ha evidéncia de
sinais que indiquem a recidiva da les&o.
Fonte: Autores.

Na imagem clinica pré-operatdria destaca-se 0 aumento de volume na regido infraorbitaria esquerda. O mesmo pode
ser observado na imagem tomogréafica pré-operatoria. Na imagem clinica pds-operatdria verifica-se o desenvolvimento e
manutencdo da simetria facial. A tomografia computadorizada de face, de controle pds-operatério ndo evidencia sinais de
recidiva e mostra a estabilidade dos meios de fixac&o.
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Figura 2: Fases da intervencdo cirlrgica na regido infraorbitaria esquerda, realizada sob anestesia geral.

A — Aspecto trans-cirirgico. Ressecgdo da area da lesdo.

B — Aspecto trans-cirirgico. Reconstrugao imediata com o enxerto 6sseo liofilizado bovino e imobilizagdo com microplaca e microparafusos.
C — Peca cirlrgica. Observa-se a borda infraorbitéria e a delgada parede do soalho da cavidade orbitaria

D — Enxerto 6sseo liofilizado bovino. Observa-se a macroestrutura.

Fonte: Autores.

Destaca-se a perfeita adaptagdo do enxerto dsseo liofilizado bovino na &rea reconstruida, mantido pelo sistema de
microplaca e microparafuros.
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Figura 3: Controle clinico e tomografico tardios do paciente.

A — Aspecto clinico frontal pés-operatorio (seis anos).

B —Tomografia computadorizada de face p6s-operatdria (seis anos), reconstrucdo tridimensional. Verifica-se a perfeita adaptacdo dos meios de fixagao rigida,
simetria facial e auséncia de sinais de recidiva da leséo

Fonte: Autores.

Observa-se o desenvolvimento simétrico na area operada e estrutura do esqueleto facial, do paciente no controle pés-
operatorio tardio.

4. Discussao

O complexo zigomatico-maxilar é a regido mais envolvida com a DF monostética (Ahn et al., 2018). O amplo
espectro clinico pode variar de lesfes solitarias menores, evoluindo para graves alteracBes esqueléticas com obstrucdo nasal,
malocluséo dentaria, dor, comprometendo a viséo e audi¢do (Hartley et al., 2019). Esta lesdo pode cruzar as suturas e entrar
nos 0ssos adjacentes (Gupta, Garg & Mittal, 2017), o que explicaria sua expansdo no complexo zigomatico-maxilar.

O diagndstico torna-se mais dificil quando a lesdo tem evidéncias clinicas despreziveis (Gupta, Garg & Mittal, 2017).
Como a maioria dos casos relatados na literatura, também neste, o crescimento foi lento e assintomatico (Hwang et al., 2020;
Pereira et al., 2019). Na TC ndo foram observadas areas osteoliticas, reacdo periostal contigua a lesdo, defeitos corticais ou
crescimentos de tecido mole associado, o que indicaria a possibilidade de malignidade. A transformacdo maligna da DF
monostotica craniofacial é considerada um evento raro (menos de 1%) (Assiri, 2020; Lee et al., 2012; Sadeghi & Hosseini,
2011;). Os osteossarcomas de baixo grau podem ter a indicacdo de bidpsia, inclusive em pacientes pediatricos (Lee et al.,
2012; Valentini et al., 2017). O componente histolégico caracterizado por trabéculas alongadas de tecido dsseoc com curvas

irregulares, dando origem ao padrdo de caracteres chineses confirmou uma DF. Para o paciente ndo foi realizado o exame
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molecular. Sabe-se que mesmo que as mutagdes de GNASL representem um potencial biomarcador para o diagnéstico de
displasia fibrosa, sua frequéncia varia dependendo do método de detecgdo molecular usado. Apesar de ocorrer com menor
frequéncia na forma monostética, nenhum tipo de endocrinopatia foi identificado no paciente (Pereira et al., 2019).

O tratamento da displasia fibrosa continua sendo cirdrgico uma vez excluida a observacéo clinica (Ahn et al., 2018;
Lee et al., 2012). A proposta foi a resseccdo, com bidpsia total, e reconstrucdo imediata baseada na localizagdo, caracteristicas
da lesdo e possibilidade de reconstrucdo conservadora, com baixa morbidade ao paciente.

O enxerto autdgeno cortical da calvaria € um método confidvel, com baixas taxas de complicacdes para a regido (Ahn
et al., 2018). Considerando a morbidade na area doadora, sua indicagdo foi descartada para este caso. A possibilidade de
utilizacdo do enxerto 6sseo bovino liofilizado para reconstrucéo na regido maxilofacial ja foi investigada em modelos animais
e em humanos (Al Qabbani et al., 2018; Soares et al., 2019; Trotta et al., 2014; Zanettini et al., 2018). No relato de caso foi
utilizado o enxerto 6sseo liofilizado bovino desenvolvido por Galia (2008), cuja obtengdo estd baseada no protocolo de
Kakiuchi et al. (1996). O enxerto 6sseo bovino é tratado quimicamente, liofilizado e esterilizado com radiagdo gama. A
estrutura 6ssea trabecular e a composi¢ao organica consistindo em coldgeno do tipo 1 e hidroxiapatita sdo preservadas (Galia et
al., 2008; Galia et al., 2011). A liofilizacdo diminui a antigenicidade alterando minimamente a composicao fisico-quimica do
enxerto quando comparado ao enxerto 6sseo ndo processado (Galia et al., 2011). N&o foram relatadas rea¢des imunogénicas ou
toxicidade (Trotta et al., 2014). O comportamento histolégico do enxerto dsseo bovino liofilizado foi avaliado em humanos,
em cirurgias ortopédicas mostrando excelente osteocondutividade biocompatibilidade (Diesel et al., 2017; Galia et al., 2012;
Ribeiro et al., 2015,). No caso relatado, os controles tomograficos demonstraram a remodela¢do progressiva da &rea com a
manutencdo da arquitetura éssea e incorporacdo do enxerto 0sseo, confirmados clinicamente pela auséncia de
rejeicdo/infeccéo.

A microplaca e os parafusos que imobilizaram o enxerto 6sseo liofilizado bovino ndo foram removidos no controle
pos-operatdrio. O paciente apresentou osseointegracdo associada a interface osso-implante sem sintomatologia associada aos
aparatos metalicos na regido do terco fixo da face, livre de interferéncia muscular. As evidéncias de alta insolubilidade do
titnio aos fluidos orgéanicos, associadas a inexisténcia da correlagao entre o tempo de fixacao e o desprendimento de particulas
metalicas destacam a capacidade bioinerte e biocompativel do titdnio e contraindicam a remogdo sem sintomatologia da
fixacdo interna rigida (Acero et al., 1999; Langford & Frame, 2002; Meningaud et al., 2001; Pan & Patil, 2014).

5. Considerac0es Finais

A abordagem realizada por equipe cirdrgica experiente foi baseada na extensdo da lesdo, possibilidade de bidpsia
total, acesso favoravel, sem comprometimento estético e funcional, respeitando a preferéncia do paciente. O enxerto ésseo
bovino liofilizado é uma alternativa para reconstrugdo apds ressecdo de lesdes, como a displasia fibrosa, envolvendo as
estruturas maxilo-faciais. Esse tipo de enxerto é biocompativel e osteocondutor, apresentando caracteristicas fisico-quimicas
que proporcionam uma estrutura temporal de suporte para reorganizacdo dos defeitos 6sseos. O enxerto 6sseo autdégeno, por
sua morbidade, pode ndo ser recomendado em pequenas ou médias reconstrugdes, como neste caso. Nenhuma sequela foi
associada ao paciente, possivelmente pelo estabelecimento do diagndstico e tratamento em fase precoce de desenvolvimento.

O enxerto 6sseo liofilizado bovino apresenta alta disponibilidade e pode ser indicado para reconstrucdo de defeitos
6sseos na Odontologia e na Ortopedia e Traumatologia. Novos estudos clinicos, com nimero amostral maior, devem ser

incentivados, uma vez que sua aplicacdo é segura e diminui a morbidade dos pacientes, por dispensar um sitio doador.
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