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RESUMO

Espondilite anquilosante é considerada uma condigao cronica do grupo de doencas inflamatérias sistémicas, de padrdo reumatico, que acomete
os tecidos conectivos, afetando, primariamente, o esqueleto axial, sendo incomum nas articulacdes periféricas. A doenca traz limitacdes no
cotidiano, através da atividade motora reduzida, em virtude da rigidez, comprometendo o estado emocional e a qualidade de vida. Apesar de
Ser pouco comum a queixa de sintomas na articulacdo temporomandibular, o envolvimento dessa articulacdo, em alguns casos, pode ocasionar
sintomas graves. Episddios de cefaleia frequentes e de longa duracao além de dor maxilar ao movimento de abertura bucal sdo os sintomas
mais frequentes do acometimento temporomandibular. No inicio da doenca, os sintomas sao geralmente unilaterais e intermitentes. Conforme
a doenca avanca, estes sdo mais severos, podendo chegar a rara ocorréncia da anquilose temporomandibular. Os primeiros sinais clinicos
da anquilose temporomandibular é a limitacdo dos movimentos mandibulares, sendo essencial o diagnéstico prematuro do acometimento
dessa articulacdo, possibilitando uma abordagem precoce. Este artigo tem como objetivo relatar um caso raro de anquilose da articulacéo
temporomandibular secundaria a espondilite anquilosante, abordando seus aspectos clinicos e terapéuticos.

Termos de indexacdo: Anquilose. Doencas reumaticas. Espondilite anquilosante. Transtornos da articulacdo temporomandibular.

ABSTRACT

Ankylosing spondylitis is considered to be a chronic condition from the group of systemic inflammatory diseases of rheumatic pattern. It affects
connective tissues and particularly the axial skeleton, but it is unusual for it to develop in peripheral joints. It poses limitations to the patients’
daily life because of restrictions to motor activity caused by rigidity, thus compromising their emotional condition and quality of life. Although
complaints about symptoms in the temporomandibular joint are not frequent, in some cases the involvement of this joint may lead to severe
symptoms. Episodes of frequent, long-lasting headaches and maxillary pain when patients open their mouths fully are the most frequent
symptoms of temporomandibular involvement. At the onset of the disease, symptoms are usually unilateral and intermittent. As the disease
progresses, symptoms may become more severe, possibly leading to the rare occurrence of temporomandibular ankylosis. The first clinical
sign of temporomandibular ankylosis is limited jaw movement. An early diagnosis of the involvement of this joint is essential so that an early
approach can be made. The purpose of this paper is to report a rare case of ankylosis of the temporomandibular joint, secondary to ankylosing
spondylitits, and to discuss its clinical and therapeutic aspects.

Indexing terms: Ankylosis Rheumatic diseases. Spondylitis ankylosing. Temporomandibular joint disorders.

INTRODUCAO no inicio da idade adulta, em média, aos 38 anos*. Quando
se manifesta antes da adolescéncia, é descrita como
espondilite anquilosante juvenil®.

O termo espondilite anquilosante, derivado do A lesao primariamente ocorre nos = sitios

cartilaginosos, nos quais tenddes, ligamentos, capsulas
articulares e fascia se inserem no 0sso. A entesopatia
resulta da inflamacdo, que culmina em um processo de

grego spondylos (vértebra) e ankylos (enrijecimento),
classificado no grupo de doencas inflamatorias cronicas
sistémicas, de padrdo reumatico’, acomete tecidos

conjuntivos, afetando primariamente o esqueleto axial’. A
etiologia dessa entidade patoldgica ainda é desconhecida,
porém, é observada importante demarcacdo genética.
Normalmente, os primeiros sintomas da espondilite
anquilosante desenvolvem-se no final da adolescéncia ou

ossificacdo, causando rigidez articular®.

A espondilite anquilosante caracteriza-se pelo
surgimento de dores, associadas a rigidez matinal, que
diminui de intensidade durante o dia, tendo carater agudo
com o repouso e atenuando-se com a atividade fisica®.
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) acometimento da articulacao
temporomandibular é uma situacdo raramente observada’.
Porém, seu envolvimento, em alguns casos, pode ocasionar
sintomas graves. Episédios de cefaleia frequentes de longa
duracao e dor maxilar ao movimento de abertura bucal séo
os sintomas mais frequentes®. Anormalidades estruturais
da articulacdo temporomandibular incluem alteracées
condilares, como forma anormal e erosoes.

O diagnéstico da espondilite anquilosante
¢ baseado, fundamentalmente, em trés pilares:
sintomatologia, alteracoes radiolégicas e determinacdo do
antigeno HLA-B27°.

Embora ndo exista cura para a doenca, o
tratamento precoce e adequado busca atenuacao dos
sintomas e manutencao da mobilidade articular10 através
de terapéutica medicamentosa e abordagem fisioterapica’".

O presente trabalho relata um caso raro de
anquilose da articulacdo temporomandibular secundaria a
espondilite anquilosante, abordando seus aspectos clinicos
e terapéuticos, baseados na publicacao cientifica vigente.

CASO CLINICO

Paciente do sexo masculino, 37 anos,
melanoderma, compareceu ao Servico de Cirurgia Buco-
Maxilo-Facial do Hospital Universitario Oswaldo Cruz em
Recife (PE), queixando-se de limitacdo de abertura bucal,
associada a sintomatologia dolorosa e rigidez vertebral,
com evolucdo de oito anos. Durante a anamnese, relatou
sintomas mais intensos no periodo matutino, afirmando
ser portador de espondilite anquilosante e sob tratamento
terapéutico hd um ano, no Servico de Reumatologia do
Hospital das Clinicas, observando melhora no quadro clinico
geral. Ainda, durante a anamnese, afirmou nao haver
outro caso idéntico na familia, estando desempregado ha
trés anos em consequéncia de sua limitada mobilidade.
Ao exame fisico geral, observou-se rigidez na coluna
vertebral e nas articulagdes sacroiliacas, fémur-tibio-patelar
e temporomandibular (Figura 1a), com a impossibilidade
de realizar hiperextensdo cervical e dificuldade de
locomocao. Ao exame intrabucal, verificou-se auséncias
dentarias, com limitados movimentos mandibulares,
apresentando apenas 3mm de abertura bucal. Ao exame
radiografico de pelve, observou-se, bilateralmente,
esclerose subcondral, erosées marginais e pseudo-
alargamentor (Figura 1b). As imagens tomograficas da
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Figura 1. A) Vista geral em perfil, denotando rigidez vertebral;
B) Radiografia de pelve, em PA, demonstrando sinais
de esclerose subcondral, erosbes marginais e pseudo-
alargamentor.

Figura 2. Exame tomografico em cortes axial e coronal, respectivamente,
denotando massa éssea anquilética em ambas as articulacoes
temporomandibulares.



Figura 3. Reconstrucdo tridimensional, apresentando fusao 6ssea em
ambas as articulacdes temporomandibulares.

Figura 4. A e B) Condilos confeccionados em resina acrilica; C e
D) Artroplastia e condilectomia direita e esquerda, com
reconstrucao condilar.

face demonstraram fusdo 6ssea do condilo mandibular
e fossa articular bilateralmente (Figuras 2 e 3). Foi
solicitado o HLA-B27, sendo positivo ao antigeno
leucocitario humano B27, que, associado aos dados
clinicos e imaginolégicos, confirmou-se o diagnostico
de espondilite anquilosante.

O tratamento proposto e realizado foi a
condilectomia e artroplastia bilateral, com reconstrucdo
condiliana imediata (Figura 4). No poés-operatério, foi
instituida fisioterapia bucal, apresentando satisfatoria
abertura bucal (Figura 5a). O paciente encontra-se sob
acompanhamento, ha cinco anos, sem sinais de recidiva
(Figura 5b), apresentando bom grau de satisfacdo
funcional e emocional.
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Figura 5. A) Pés-operatério de uma semana; B) Abertura bucal satisfatéria

apos cinco anos.

DISCUSSAO

A espondilite anquilosante é considerada uma
condicdocrénicaeprogressivadasespondiloartropatias®'#',
gue é um grupo inter-relacionado de doencas caracterizadas
por erosoes e neoformacao ésseal.

Mudancas progressivas sinoviais, eventualmente,
envolvem todas as articulacdes axiais*'®, sendo rara a
ocorréncia de anquilose temporomandibular®. Existem
apenas 73 referéncias na literatura mundial, quando
se busca pelos unitermos: temporomandibular and
ankylosing spondylitis. Destes, 34 relacionam-se a
articulacao temporomandibular. Considerando anquilose
da articulacdo temporomandibular, apenas sete casos
foram relatados até o presente momento, constituindo
este o oitavo caso descrito na literatura.

Desde 1973, é conhecida a forte associacao
ao fator imunogenético - HLA-B27%'01618 = A associacdo
familiar é de tal forma que parentes de primeiro grau
apresentam u susceptibilidade a doenca®. Entretanto, no
caso descrito, o envolvimento familiar ndo foi observado.

A maioria dos casos ocorre entre os 15 e 35 anos,
permanecendo muitos desses casos assintomaticos durante
anos, sendo diagnosticados tardiamente'. A espondilite
anquilosante é frequentemente encontrada no sexo
masculino'™, apesar do gen leucocitario HLA-B27, incidir
na mesma proporcdo em homens e mulheres. Apesar
de acometer, principalmente, individuos leucodermas,
possivelmente pela maior incidéncia de HLA-B27 nessa
populacdo, individuos melanodernas também estdo
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passiveis de serem acometidos, como se pode observar
neste trabalho.

A espondilite  anquilosante  apresenta-se
comumente com dores intermitentes, que sdo piores apés
inatividade*>'*?°, No caso descrito, pode-se observar que o
paciente relatava que os sintomas mais intensos estavam
presentes no periodo da manha, especificamente nas
primeiras horas apés o despertar do sono.

Devido a progressdo da doenca, a deterioracdo
6ssea e da cartilagem pode levar a fusdo dos componentes
articulares, afetando, assim, a mobilidade?’. A rigidez
cervical pode causar dificuldade durante manobras de
hiperextensao cervical?'.

Devido ao longo periodo de evolucdo no caso
descrito (8 anos), o paciente apresentava estagio avancado
de deteriorizacao articular (Figura 1a). A impossibilidade
de realizar hiperextensao cervical e o envolvimento
temporomandibular evidenciam que, em uma possivel
situacao de urgéncia/emergéncia, seria alto o risco de lesdo
medular a obtencao de vias aéreas.

Oacometimentodaarticulacdotemporomandibular
em pacientes com diagnostico de espondilite anquilosante
fica evidente quando da limitacdo e dor ao movimento
mandibular®. No inicio da doenca, os sintomas sao
geralmente unilaterais e intermitentes. Conforme a doenca
avanca, estes sdo mais severos e constantes. O relato do
caso demonstra o quanto os movimentos mandibulares
podem estar reduzidos ou até mesmo impossibilitados em
estagios avancados, apresentando o paciente apenas 3mm
de abertura bucal, associada a dor articular.

Em virtude da reduzida atividade motora
consequente a rigidez, o estado emocional e a qualidade
de vida ficam comprometidos. Os pacientes, geralmente,
ficam deprimidos, apaticos, desanimados para realizarem
tratamento e reabilitacdo?4, situacdo oposta ao caso
descrito, em que, apesar de todas as adversidades, mostrou
destinado a busca de tratamento e melhora na qualidade
de vida.

Yacoub et al.* avaliaram pacientes marroquinos,
relatando importantes consequéncias socioecondmicas
devido a espondilite anquilosante, estando relacionados
com a qualidade de vida danificada pelas limitacdes dos
aspectos fisicos e mentais. O presente trabalho demonstra
gue essa situacao também é encontrada no Brasil.

Para o diagnoéstico da espondilite anquilosante, a
exemplo da artrite reumatdéide, foram estabelecidos alguns
critérios. Sao muito variadas essas séries de critérios??,
mas a de Roma, estabelecida em 1961, é uma das mais
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empregadas. Os critérios sao: dor lombar, com mais de
trés meses de duracao, nao aliviada com o repouso; dor
e rigidez na regido toracica; limitacdo da expansibilidade
toracica; limitacdo de movimento da coluna lombar;
histéria ou evidéncia de irite ou suas sequelas e sacroilefte
bilateral, caracteristica da espondilite anquilosante. O
diagnostico sera firmado com quatro dos cinco critérios ou
com o sexto e mais um critério.

A caracteristica radiografica da doenca é
temporaria e, a principio, sitios de envolvimento sao
as articulacbes sacrais e coluna, sendo incomum nas
articulacoes periféricas'. Neste trabalho, observa-se que,
em Casos severos, como o apresentado, varias articulagoes
podem estar acometidas simultaneamente.

Em pacientes com sintomas clinicos de espondilite
anquilosante, informagdes complementares devem
ser obtidas o mais rapido possivel, a fim de estabelecer
o diagnoéstico e iniciar o tratamento, evitando o
desenvolvimento de anquilose. O longo periodo entre o
diagndstico e o inicio do tratamento, oito anos, contribuiu
positivamente, para o desenvolvimento da anquilose
temporomandibular no caso descrito.

Varios esforcos tém sido envidados nos Ultimos
anos para reduzir esse atraso no diagnéstico. Houve dois
acontecimentos importantes na gestao da espondilite
anquilosante que possibilitaram o diagnostico precoce.
Estes desenvolvimentos incluem o uso da ressonancia
nuclear magnética e a necrose tumoral.

Nao ha cura para esta doenca, embora se tenha
uma tendéncia para ser menos severa conforme a idade
avanca; o paciente deve estar consciente de que o
tratamento deve ser constante e vitalicio. O tratamento
da espondilite anquilosante objetiva a remissdo dos
sintomas, com a reducado da dor, da rigidez articular,
da inflamacdo e da sua consequente incapacidade
funcional?-4.

Recentes descobertas terapéuticas, como necrose
tumoral, surgem como grande avanco para os pacientes
refratarios ao tratamento convencional*?>2¢, Os dados
demonstraram rapida e consistente eficacia na reducdo
dos sintomas, retardando a progressdo da doenca, porém,
efeitos secundarios a utilizacdo podem surgir, como
diabetes mellitus, uma maior incidéncia de linfomas e
maior susceptibilidade a infeccoes.

Nas fases mais avancadas, a cirurgia é instituida
e consiste na remocao da massa Ossea anquilosada,
geralmente associada a interposicdo de material autégeno
ou aloplastico, para prevenir recidiva’2324,



Dentre as técnicas que vém sendo amplamente
utilizadas, a condilectomia com reconstrucdo condiliana em
resina acrilica ¢ um método que produz bons resultados.
O acrilico é barato, facil de ser obtido, resistente, tem
boa espessura e estabilidade fisico-quimica. Além disso,
o material é biocompativel, facil de cortar, modelar e de
ser incorporado pelo tecido conjuntivo neoformado do
coto mandibular remanescente, possibilitando uma rapida
recuperacdo dos movimentos e da altura do ramo da
mandibula, reducdo das complicacées pods-operatérias e
recidivas.

A reabilitacdo oral, substituindo dentes perdidos,
também é de fundamental importancia, minimizando as
forcas nas articulagcdes temporomandibulares, reduzindo
a recorréncia dos sintomas®.

No caso apresentado, o planejamento se
fundamentou na abordagem cirlrgica, seguida de intensa
fisioterapia, sendo realizada condilectomia bilateral e
reconstrucdo condiliana com material aloplastico, resina
acrilica, com o objetivo de impedir o contato 6sseo,
minimizando as chances de recidiva, o que mostra ser um
tratamento adequado.

Passada a fase aguda, a maioria dos pacientes nao
necessita de medicamentos, uma vez que fazem parte de
um programa regular de exercicios. Os medicamentos sao
necessarios esporadicamente, apenas quando os sintomas
reaparecem, apesar da terapia com exercicios. No caso
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