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RESUMO

O nome cisto dsseo aneurismatico traz confusoes, pois a lesao nao é um aneurisma nem tampouco um cisto
verdadeiro. Segundo a OMS, esta doenga define-se como lesdo osteolitica expansiva, constituida de espagos cheios
de sangue, podendo ocorrer em qualquer segmento do esqueleto, sendo mais fregliente nas hastes dos ossos
longos ou na coluna vertebral. Nos maxilares, esta afeccao € rara, sendo a mandibula mais acometida que a maxila.
Sua sintomatologia escassa é rapidamente exacerbada com o crescimento da lesdo, que geralmente é rapido,
podendo causar compressao de estruturas nervosas, levando ao surgimento de sintomas, como dor local. Achados
radiograficos podem ser inespecificos, sendo que os achados tomograficos costumam ser sugestivos. O tratamento
do cisto 6sseo aneurismatico continua controverso, apresentando uma tendéncia a resseccdo cirrgica, visando a
remogao completa da lesao, reduzindo, assim, o indice de recidiva. O presente artigo tem por finalidade relatar um
caso raro de cisto 6sseo aneurismatico na mandibula, evoluido de displasia dssea bem como discutir os aspectos
clinicos, imaginoldgicos, histolégicos, diagndstico diferencial e tratamento dessa patologia.

Descritores: Tumor dsseo nao odontogénico; Cisto dsseo aneurismatico; Mandibula.

ABSTRACT

The term aneurysmatic osseous cyst is confusing because the lesion is neither an aneurysm nor a true cyst. According
to WHO, this affection is an expansive osteolytic lesion consisting of spaces filled with blood in any segment of the
skeleton, being most frequently encountered in the diaphysis of the long bones or spinal cord. The maxillae are
rarely affected and its predilection is for the mandible. Its scanty symptomatology is rapidly exacerbated with the
growth of the lesion, which is usually rapid and may cause compression of nervous structures leading to the emergence
of symptoms such as local pain. Radiological findings may be nonspecific, while the tomography findings are generally
suggestive. The management of an aneurysmatic osseous cyst is controversial, the preferred treatment being
surgical resection for the complete removal of the lesion, thereby reducing the rate of recurrence. This paper reports
a case of aneurysmatic osseous cyst in the mandible originating in a previous osseous dysplasia and discusses the
clinical, radiological and histopathological features, differential diagnosis and management of this pathosis.
Descriptors: Nonodontogenic osseous tumor; aneurysmatic osseous cyst; mandible.
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INTRODUCAO

A palavra cisto origina-se do grego Kystes, que
significa bexiga, podendo ser definido como uma ca-
vidade patoldgica limitada por epitélio, geralmente pre-
enchida por material fluido, semifluido ou pastoso,?
que aumenta de tamanho em resposta ao aumento
da pressao hidrostatica luminar.!

O cisto 6sseo aneurismatico representa uma
lesdo 6ssea benigna, osteolitica, localmente destrutiva
por seu crescimento progressivo,® sendo de rara inci-
déncia,* constituindo cerca de 1,4% de todos os tu-
mores 0sseos primarios.®

E conceituado como o acimulo de sangue em
espacos intra-dsseos, com tecido fibroso celular, mes-
clando com trabéculas de osso medular reacional.!

O nome cisto dsseo aneurismatico traz confu-
sOes, pois a lesdo ndo € um aneurisma, nem tampouco
um cisto verdadeiro, vista a auséncia de um revesti-
mento epitelial.® Sua histologia ainda revela superfici-
es de corte da lesdo com uma aparéncia de tecido
esponjoso, sem conter tecido eldstico ou musculo liso,
caracteristico dos vasos sangtiineos.’

O cisto 6sseo aneurismatico comumente aco-
mete a regido metafisaria dos 0ssos longos ou a colu-
na vertebral. Apresentando-se, a principio, como um
tumor excéntrico, que insufla a cortical 6ssea, evolu-
indo com o crescimento para destruicdo da regidao
metafiso-epifisaria do 0sso.” Nos ossos gnaticos, é
incomum, com aproximadamente 2% relatados nos
maxilares.!

No presente artigo, é relatado um caso raro de
cisto 6sseo aneurismatico na mandibula, evoluido de
displasia 6ssea bem como discutidos aspectos clini-
cos, imaginoldgicos, histoldgicos, diagnostico diferen-
cial e tratamento dessa patologia.

REVISAO DE LITERATURA

O cisto dsseo aneurismatico foi assim denomi-
nado pela primeira vez em 1942 por Jaffe e
Lichtenstein, que reconheceram e descreveram essa

lesdo como uma entidade clinico-patoldgica distinta.®

Em 1950, os mesmos autores deram maiores
detalhes dessa afeccdao benigna, que foi bem
estabelecida como entidade clinico-patoldgica definida.’

A patogénese do cisto dsseo aneurismatico é
controvertida, e varias teorias foram postuladas para
explica-la. Varios autores® 1° tém concordado com o
ponto de vista de que o cisto resulta de um disturbio
hemodinamico do 0sso, na forma de uma oclus3o ve-
nosa subita ou o desenvolvimento de um desvio
arteriovenoso. Embora o trauma tenha sido propos-
to,!* existem poucas evidéncias para subsidiar como
fator etioldgico.°

O cisto 6sseo aneurismatico afeta comumente
pessoas jovens,” 2 com maior incidéncia na segunda
década da vida.?> > 13 Em relacdo ao género, a litera-
tura aponta pequena predilecdo pelo feminino,'*po-
dendo ocorrer em qualquer segmento do esqueleto,?
sendo os sitios mais comumente acometidos, as has-
tes dos 0ssos longos ou a coluna vertebral.>

Nos maxilares, o cisto 6sseo aneurismatico é
raro, sendo a mandibula mais acometida que a maxi-
la,'* 5 predominantemente na regido posterior.!

Essa raridade nos ossos maxilares pode ser ob-
servada através da pesquisa realizada nos registros
referentes aos laudos histopatoldgicos das lesdes 6s-
seas dos maxilares, durante o periodo de 29 anos (1972
a2001), na Disciplina de Patologia Bucal da Faculdade
de Odontologia da PUCRS, no qual foi constatado,
apenas, um caso de cisto dsseo aneurismatico.®

Sua sintomatologia escassa € rapidamente exa-
cerbada, quando o crescimento da les3ao causa com-
pressao de estruturas nervosas, levando ao
surgimento de sintomas, como dor local,” paresias,
paraplegia e mesmo ao surgimento de fraturas pato-
l6gicas.'”

Os achados radiograficos variam com a matu-
ridade e a localizacdo da lesdo.” Reabsor¢ao endosteal
das corticais 6sseas, quando estas sao alcangadas,
ocorrendo destruicao “balonizante” ou com aspecto
de “sopro para fora” do contorno do osso afetado.!

QOutras caracteristicas dos cistos dsseos
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aneurismaticos incluem margens policisticas, espacos
cisticos, bordas com areas cisticas de realce de con-
traste, septagdes internas, projegdes em forma de
diverticulo da parede do cisto, calcificagbes ou
ossificacOes e niveis fluiidos."”

A tomografia axial computadorizada é de valor
na determinacao da extensao do comprometimento,
podendo também ajudar no diagndstico diferencial,
determinando a densidade do contetido da lesdo.” O
cisto 6sseo aneurismatico comumente é demonstra-
do com imagem caracteristica, refletindo a aparéncia
histopatoldgica de uma malha parcialmente cistica,
dividida por septos.®

A ressonancia magnética demonstra uma ima-
gem quase homogénea de intensidade de sinal inter-
mediaria,* podendo evidenciar a presenca de niveis
liguidos nas “lojas” do cisto, sendo de utilidade, tam-
bém, na determinagao da extensdo da lesdo nos teci-
dos moles. Ja a arteriografia ndao é de valor na
determinacao do diagnéstico diferencial, mas auxilia
no estadiamento da lesdo.”

A bidpsia por puncdo oferece informagbes im-
portantes sobre a natureza das lesGes radioltcidas
intra-6sseas e, também, para uma hipotese
diagnodstica.'® Em lesdes vasculares, apos a puncao,
existe a aspiragao de sangue, e, nas lesoes cisticas,
observamos a presenca de liquido claro, amarelado,
rico em cristais de colesterol.*

Segundo Garcia Filho?, a bidpsia do cisto dsseo
aneurismatico deve ser feita com cuidado. Os autores
indicam a bidpsia percutanea, desde que se tenha um
conjunto de agulhas de varias formas e calibres, pois,
quando realizada sem o instrumental adequado, con-
segue-se para exame anatomopatoldgico somente co-
agulos sangtiineos.

Algumas lesdes benignas dos maxilares apre-
sentam-se indistingliiveis & analise histopatoldgica. E
o caso das lesdes de células gigantes, dentre as quais
sao parte integrante o granuloma central de células
gigantes, o granuloma periférico de células gigantes,

cisto dsseo aneurismatico e tumor marrom do

hiperparatireoidismo.? Estudos imunohistoquimicos
indicam que as células gigantes multinucleadas pos-
suem atividade osteoclastica, ja que provocam
reabsorcdo 6ssea bem como macrofagica, verificada
pela fagocitose de hemossiderina.

Microscopicamente, observam-se espagos chei-
o0s de sangue nao coagulado de tamanho variado, por
um tecido fibroblastico celular que contém células gi-
gantes multinucleares e trabéculas de osso ostedide
e medular.* Macroscopicamente, observam-se cavida-
des cisticas, contendo sangue, revestidas de uma mem-
brana espessa de cor carneo-acastanhada, podendo,
no caso de lesao expansiva, promover erosao cortical
e reacao ossea.’

O tratamento do cisto dsseo aneurismatico con-
tinua controverso. As possibilidades envolvem a
resseccao simples da lesdo, com ou sem enxerto Os-
seo, a embolizacdo da lesdo, como tratamento Unico
ou como adjuvante ao tratamento cirdrgico, o uso de
radioterapia, a injecdo percutanea de Ethibloc, dentre
outros métodos.?

O indice de recidiva esta diretamente relacio-
nado a resseccao prévia incompleta.? Ja Fernandes
et al.?® afirmam que a curetagem simples ou com pos-
terior preenchimento com enxerto 6sseo quase sem-
pre resulta em recidiva.

Sander, Horch e Gossner? relataram um caso
de cisto 6sseo aneurismatico do osso mandibular, no
qual foi instituida a curetagem e no pos-operatorio
retornou duas vezes e foi tratada, entdao, com suces-
so através da resseccao cirlrgica e posterior recons-
trucdo.

A embolizacdo pré-operatdria com molas ci-
rurgicas, Ivalon(R) ou Gelfoam(R) tem sido utiliza-
da com sucesso. A técnica consiste em se obstruirem,
com a embolizacao, as artérias que nutrem o cisto
e, com isso, alguns dias apds a embolizagdo, con-
seguir uma cirurgia com menor sangramento, faci-
litando a técnica operatdria e conseguindo obter
melhores margens cirlrgicas.’

Schreuder, Keijser e Veth? relataram bons re-
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sultados com o uso de nitrogénio liquido (criocirurgia),
na loja cirurgica de 32 casos de cisto dsseo
aneurismatico. Os autores ainda ressaltam a vanta-
gem de ndo necessitar de reconstrugdes extensas.

A injecao percutanea de Ethibloc constitui ou-
tra opcdo terapéutica assim como a injecdo percutanea
de polidocanol a 1% guiada por ultra-sonografia. Esse
método relativamente simples, minimamente invasivo
pode tornar desnecessaria uma cirurgia por cessar a
expansao do cisto dsseo e induzir nova formagao 0s-
sea. No entanto, s3o necessarios estudos em larga
escala para sua adocdo como primeira escolha no tra-
tamento de cisto dsseo aneurismatico.?

Da mesma forma que outras lesdes benignas e
pseudo-tumorais, a quimio e a radioterapia sao con-
tra-indicadas, uma vez que nao apresentam nenhum
efeito sobre células, que ndo estejam em divisao ce-
lular ou apresentem mitoses.’

A recidiva possui uma taxa variada de 8 a 60%,
podendo ser relacionada a remogdo incompleta de
alguma lesdo coexistente.” Schulte et al.*?, analisando
a atividade bioldgica de diversos casos de cisto 0sseo
aneurismatico, verificaram que, em todos os casos de
recidiva, havia margens cirurgicas imprdprias, oriun-
das da operagdo preliminar.

A recorréncia aparece com uma média de 8
meses apos o procedimento inicial.” O follow-up pro-
longado é decisivo no resultado final do tratamento.?

RELATO DO CASO

Paciente do sexo feminino, 42 anos de idade,
brasileira, natural de Custddia-PE, leucoderma, do lar,
compareceu ao Ambulatdrio do Servico de Cirurgia e
Traumatologia Buco-Maxilo-Facial do Hospital Univer-
sitario Oswaldo Cruz (HUOC-UPE), Recife-PE, queixan-
do-se de aumento de volume na face, associada a
sintomatologia dolorosa intensa, com evolucao de 30
dias. Durante a anamnese, ela relatou ter sido sub-
metida a procedimento cirtrgico ha aproximadamen-
te 01 ano, no mesmo servico, para a realizacao de

osteoplastia de mandibula lado direito, com diagnds-

tico histopatoldgico de displasia fibrosa.

Ao exame fisico extrabucal, observou-se
assimetria facial, com aumento de volume em regiao
parotidea-massetérica lado direito, de consisténcia fir-
me, nao pulsatil, sem ruidos e sintomatico a palpagao
(Fig. 1a; 1b). Ao exame intrabucal, constatou-se au-
mento de volume em regido de corpo, angulo e ramo
mandibular direito, mucosa hiperemiada, edéntula, de
consisténcia firme e sintomatica a palpacdo, estando
as demais regides circunvizinhas com aspecto de nor-
malidade. Ao exame radiografico, observou-se ima-
gem radioliicida multilocular de margens difusas, com
presenca de focos radiopacos em seu interior, envol-
vendo toda hemimandibula direita (Fig. 2). As ima-
gens obtidas através da tomografia computadorizada,
em cortes axial, coronal e reconstrucdo em 3D, de-
monstraram a extensa destruicdo dssea, com
reabsor¢do da cortical dssea vestibular, comprome-
tendo a regido de corpo, angulo e ramo mandibular
direito (Fig. 3a; 3b; 3c). Os exames laboratoriais pré-
operatorios dentro dos padrdes de normalidade. O tra-
tamento proposto foi a hemimandibulectomia direita,

com remocao total da lesdo.

Figura 01. (a; b) Aumento de volume em regiao
parotidea-massetérica lado direito, de consisténcia
firme, ndo pulsatil, sem ruidos e sintomatica a
palpacao.
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Figura 02. Exame radiografico ortopantomografico.
Evidencia-se imagem radioliicida multilocular de
margens difusas, com presenca de focos radiopacos
em seu interior.

Figura 03. (a; b; c) TC em cortes axial, coronal e
reconstrucao em 3D, demonstrando a extensa
destruicdo 6ssea, com reabsorcdo da cortical 6ssea
vestibular, envolvendo a regido de corpo, angulo
e ramo mandibular direito.

A paciente foi submetida a procedimento cirtr-
gico sob anestesia geral e, na oportunidade, foi reali-
zada pungao aspirativa, obtendo-se sangue venoso
(Fig. 4a), procedendo-se ao acesso submandibular de
angulo a parasinfise direita com divulsdo dos planos
anatémicos, expondo toda a lesdo (Fig. 4b). Foi evi-
denciada a destruicdo da cortical 6ssea vestibular, con-
firmando os achados imaginoldgicos, sendo realizada
hemimandibulectomia direita, com remogao total da
lesdo. A peca cirlrgica (Fig. 4c) foi encaminhada ao
Departamento de Patologia Bucal da Faculdade de
Odontologia de Pernambuco (FOP/UPE), cujo laudo
histopatoldgico fora cisto dsseo aneurismatico (Fig.
4d). No mesmo ato operatorio, foi realizada a recons-
trugdo com placa 2.4 mm (Fig. 5a; 5b).

SILVA et al.

Figura 04. (a) Obtencdo de sangue venoso a pungao
aspirativa positiva; (b) Acesso submandibular
direto, com exposicao de toda a lesao; (c) Peca
cirargica, face lingual; (d) Tecido 6sseo na periferia
e, no centro, tecido conjuntivo ricamente
vascularizado (HE — 40x).

Figura 05. (a) Placa de reconstrucao 2.4 mm modelada
com condilo pré-fabricado em resina acrilica; (b)
Reconstrucao mandibular com placa 2.4 mm no
mesmo tempo cirirgico.

A paciente encontra-se sob acompanhamento
clinico-radiografico, apresentando um bom grau de
satisfagdo funcional e estético.

DISCUSSAO

Segundo a Organizagao Mundial de Salde, esta
doenca define-se como: lesdo osteolitica expansiva
constituida de espacos de tamanhos variados, cheios
de sangue, separados por paredes de tecido conectivo,
que contém trabéculas de tecido dsseo ou ostedide e
células gigantes do tipo osteoclastos.®

O cisto 6sseo aneurismatico pode se formar
como uma lesdo primaria ou secundaria a uma enti-
dade patoldgica preexistente. Quando a lesdo é pri-
maria, tem seu inicio em uma malformagao

arteriovenosa do 0sso, e sua pressao hemodinamica
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estabelece o cisto 6sseo aneurismatico.'®

O conceito de que o cisto 6sseo aneurismatico
€ um fendmeno secundario e originario de uma lesdo
Ossea preexistente tem recebido suporte considera-
vel.-1%. 26 Trabalhando sobre esta hipdtese, o cresci-
mento ocorre devido ao desarranjo e a degeneragao
do estroma. O crescimento serd aumentado se a
hemodinamica ou forga osmadtica forem envolvidas. A
perda de suporte estromal ocasiona a dilatagao e rup-
tura dos vasos de paredes finas, ha hemorragia no
estroma e 0s microcistos.®

Em 1940, Ewing? descreveu o que parece ser
um cisto gigante modificado pela comunicacdo com
grandes vasos sangiineos. Jaffa?® propds que o cisto
resultaria de uma modificacdo de outras lesdes dsse-
as. Clough e Price?® descreveram dois casos, um dos
quais continha areas com aparéncia de displasia fi-
brosa, e o outro com aspecto de fibroma
condromixdide, sugerindo que o cisto ésseo
aneurismatico pode se tratar como uma ocorréncia
primaria ou um fendmeno secundario a uma lesao
benigna ou maligna preexistente.

No caso relatado, havia histéria prévia de
displasia fibrosa na mesma regido, levantando-se a
suspeita de que o cisto dsseo aneurismatico fosse uma
lesao secundaria a lesdo preexistente.

Em pesquisa realizada na PubMed, sendo este
um servico oferecido pela biblioteca nacional de me-
dicina dos Estados Unidos, que possui um acervo de
17 milhdes de citagdes, encontramos apenas 59 ca-
sos registrados de cisto 6sseo aneurismatico, sendo
que destes, apenas 6 casos relatam o acometimento
dos ossos maxilares, quatro em mandibula e dois em
maxila, denotando o quanto é raro seu envolvimento
nos maxilares.

Quando a lesao perfura a cortical e fica revisto
s6 por peridsteo, ou apenas por uma fina camada de
0ss0, 0 cisto apresentara uma crepitacdo, mas nao
pulsatil e sem ruidos.'® A tumefagao e a ma oclusao
ficam progressivamente piores com o tempo, e o cres-

cimento é quase sempre descrito como rapido, po-

dendo gerar expansao das corticais e diferentes graus
de assimetria facial.>° Pode-se observar no caso rela-
tado o quanto a evolucao da lesao foi rapida, trinta
dias, ocasionando assimetria facial.

Como reportado por Arden, Bahu e Lucas,* o
termo “aneurismatico” descreve seu comportamento
expansivo, levando a uma reabsorcao do osso espon-
joso e a uma expansao da cortical dssea, enquanto
que “cisto 6sseo” designa a aparéncia radiolucente ao
exame radiografico.?

Achados radiograficos podem ser inespecificos,
sendo que as imagens tomograficas costumam ser
sugestivas.?? Para Siedschlag, Nisch e Vorpahl*?, o va-
lor da hipdtese diagnostica mais elevada é oferecido
pela tomografia computadorizada.

Dentre as lesdes benignas que fazem diagnos-
tico diferencial, salienta-se o granuloma eosindfilo, o
osteoblastoma agressivo, o cisto dsseo unicameral, a
displasia fibrosa e o tumor de células gigantes. Den-
tre as malignas, o osteossarcoma telangiectasico, o
fibrossarcoma e as metdstases de neuroblastoma
devem ser incluidas no diagnostico.'?

Assim, é através dos exames de imagem que
se busca a hipotese diagndstica antes da bidpsia e do
tratamento cirdrgico. No entanto, os achados de ima-
gem sdo muitas vezes inespecificos para o tipo
histoldgico da lesdo, tornando o exame histopatoldgico
fundamental para o diagndstico final do cisto 6sseo
aneurismatico.*

A literatura suporta a conduta adotada no caso
relatado, tendo em vista que o diagndstico foi suspei-
tado com base nos achados de imagem, ndo sendo
realizada bidpsia pré-operatdria. Apds a cirurgia com
a resseccao total da lesdo, o exame histopatoldgico
revelou tratar-se de cisto dsseo aneurismatico.

Arevista de literatura consultada apresentou uma
tendéncia a escolha da resseccdo cirlrgica, visando a
remogao completa da lesdo.'* %> 32 Para Fernandes et
al.Z, em algumas localizagdes, o tratamento pode ser
feito através da resseccao simples do osso ou segmen-
to dsseo afetado.” Para Shear'?, o tratamento do cisto
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0sseo aneurismatico deve ser determinado pela natu-
reza de algumas lesdes associadas. No caso relatado
as dimensoes e a extensa destruicao dssea justifica-
ram uma abordagem mais agressiva.

Para a reconstrucdo, uma variedade de opcoes
cirurgicas estdo disponiveis, requerendo a atencdo aos
aspectos funcionais e estéticos.** No caso relato, a
reconstrucao foi realizada com placa 2.4, no mesmo
tempo cirdrgico.

Durante o ato operatdrio, € comum notar-se
um periosteo intacto e uma camada fina de osso
recobrindo. Quando a cortical dssea é removida, pode
ser encontrado sangue venoso, sendo comparado com
uma esponja ensopada de sangue.! Uma parte da le-
sao pode apresentar tecido mais sélido, podendo ser
uma area de reparo como de remanescente de uma
lesdo preexistente.’® No caso descrito, através dos
exames imaginoldgicos e durante o ato operatorio,
observou-se destruicdo da cortical dssea vestibular.

A vascularizacdo das lesdes dos 0ssos gnaticos
e tipicamente de baixo fluxo e a remogao do volume
de lesdo geralmente sao suficientes para controlar a
hemorragia. Nenhuma comunicacdo direta com qual-
guer vaso pode ser demonstrada no ato operatorio.'°
No caso descrito, nenhum sangramento significativo
foi observado.

No entanto, alguns autores adotam a cirurgia
excisional associada a embolizacao pré-operatoria
como método de escolha para o tratamento do cisto
0sseo aneurismatico,?* % reduzindo possivel compli-
cagdo transoperatorio. A embolizagao, porém, nao
pode ser utilizada como método de tratamento defini-
tivo, porque, em poucos dias, ha uma recanalizacdo
das artérias e revascularizacdo do cisto.” Oliveira et
al.* relataram um caso de tumor de células gigantes
diagnosticado inicialmente como cisto dsseo
aneurismatico. Foi empregado embolizagdo seletiva,
nao respondendo ao tratamento, depois partindo pra
resseccao ampla da lesdo.

A radioterapia pode trazer complicagdes, como

danos neuroldgicos ou degeneracdo sarcomatosa'® e

deve somente ser usada em caso de desenvolvimento
secundario a um tumor maligno'® ou em casos

inoperaveis.*

CONSIDERAGOES FINAIS

A distincdo de cisto dsseo aneurismatico de de-
terminados tumores requer técnicas de imagem la-
tente e um patologista experiente em tumores dsseos.

O tratamento do cisto dsseo aneurismatico é
controvertido, porém ha uma tendéncia a escolha da
resseccao com margem de seguranca, possibilitando
um tratamento adequado, reduzindo a possibilidade
de recidiva.
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