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Pinto RO. Avaliacéo tridimensional e dentofacial em individuos com craniossinostose
sindrdmica. [tese de doutorado]. Araraquara: Faculdade de Odontologia da UNESP;
2021.

RESUMO

A craniossinostose € caracterizada pelo fechamento prematuro de uma ou mais
suturas cranianas, configurando uma morfologia craniana anormal, podendo ocorrer
de forma isolada ou associada a sindromes. Entre as mais comuns, estdo as
sindromes de Apert (SA) e Crouzon (SC), as quais possuem como caracteristica em
comum a grave retrusdo do terco médio da face e a atresia maxilar. Este estudo
transversal avaliou as caracteristicas da maxila, coanas e morfologia do palato duro e
mole nos pacientes com craniossinostose sindrdomica, grau de ossificacdo das suturas
palatina mediana, fronto-maxilar, zigomatico maxilar e sincondrose esfeno-occiptal. O
trabalho também avaliou os aspectos dento-alveolares intra e inter- arcos entre os
grupos afetado e controle. A amostra total foi composta por 24 pacientes com SA e 22
com SC, criangas e adultos, comparados & um grupo controle pareado em idade e
género sem anomalias craniofaciais. As tomografias computadorizadas (TC) e
modelos digitais foram coletados a partir de dados secundarios. Nas imagens de
tomografia computadorizada, as mensuragdes a respeito de espessura do palato duro
e espessura do palato mole, morfologia de coanas e da maxila foram realizadas por
meio do Software Dolphin (Dolphin Imaging, Chatsworth, CA, USA). As alteragdes
interfases foram avaliadas por meio do teste “t” para amostras independentes
(p<0,05). No software Mimics (Materalize, Beulgium), ap6s a padronizacdo das
posicdes das cabecas, as suturas e sincondrose foram classificadas por 3 avaliadores,
de acordo com o nivel de ossificagdo em imagens bidimensionais e tridimensionais.
Os modelos digitais foram medidos nos softwares 3d-Slicer e 3-matic (Materalize,
Beulgium). Resultados: pacientes com a SA apresentam palato curto e ogival.
(p<0.05). O palato mole da SA é significantemente mais espesso comparado aos
demais grupos, nas regides de 4mm a 20mm (11.02 a 14.27 mm) (p<0.05). E
visualizada fusdo precoce da sutura palatina mediana, sutura zigomatico maxilar,
sutura fronto-maxilar e sincondrose esfeno-occipital de pacientes com a Sindrome de
Apert e Crouzon Pacientes do grupo afetado apresentam as dimensdes transversa da
maxila, perimetro e comprimento do arco superior severamente diminuidos em
relagéo ao grupo controle (p<0,001).

Conclusfes: a acdo das alteracdes do gene FGFR2 na fusdo precoce das suturas
circummaxilares restringe as possibilidades de tratamento ortoddntico. Esta fusédo
pode ter impacto na disjungdo maxilar para compatibilizar o reduzido perimetro do
arco dentario. Novos protocolos de tratamento ortoddntico reabilitador podem ser
sugeridos apoés os achados deste estudo.

Palavras-chave: Craniossinostoses. Modelos dentarios. Tomografia
computadorizada de feixe cénico. Ma-ocluséo.



Pinto RO. Three-dimensional and dentofacial evaluation in individuals with syndromic
craniosynostosis. [tese de doutorado]. Araragquara: Faculdade de Odontologia da
UNESP; 2021.

ABSTRACT

Craniosynostosis is characterized by the premature closure of one or more cranial
sutures, characterizing an abnormal cranial morphology, which can occur isolated or
associated with syndromes. Among the most common, are the Apert (SA) and Crouzon
(SC) syndromes, which have in common the severe retrusion of the middle third of the
face and maxillary atresia. This cross-sectional study evaluated the characteristics of
the maxilla, choanas, hard and soft palate morphology of patients with syndromic
craniosynostosis, maturation of midpalatal suture (MS), zygomaticomaxillary suture
(ZMS), fronto-maxillary (FMS) and spheno-occiptal synchondrosis (SOS). This study
also assessed the intra and inter-arch dento-alveolar aspects between the affected
and control groups. The sample consisted of 24 patients with AS and 22 with CS,
children and adults, compared to a control group matched in age and gender without
craniofacial anomalies. Computed tomography (CT) and digital models were collected
from secondary data. In computed tomography images, measurements regarding the
thickness of the hard palate and thickness of the soft palate, choana and maxilla
morphology were performed using Dolphin Software (Dolphin Imaging, Chatsworth,
CA, USA). Interphase changes were assessed using the “t” test for independent
samples (p <0.05). In the Mimics software (Materalize, Beulgium), after the
standardization of the positions of the heads, the sutures and synchondrosis were
classified according to the level of ossification in two-dimensional and three-
dimensional images. The digital models were measured using the 3d-Slicer and 3-
matic software (Materalize, Beulgium). Results: Apert Syndrome present deeper and
shorter palate in sagittal and axial views and reduced measurements of roof and base
of palate (P <0.05). The soft palate of the AS is significantly thicker compared to the
other groups, in the regions from 4mm to 20mm (11.02 to 14.27 mm) (p <0.05). Aper
and Crouzon syndrome present early fusion of the MS, ZMS, FMS, SOS. Patients in
the syndromic group present severely decreased transverse dimensions of the maxilla,
perimeter and length of the upper arch compared to control group (p <0.001).
Conclusions: the role of FGFR2 gene in the early fusion of circumaxillary sutures
restricts the possibilities of orthodontic treatment in patients with SC. The orthopedic
treatment on the maxilla should not be recommended and serial extractions
arenecesary to treat the reduced arc perimeter. New protocols for orthodontic care and
rehabilitation should be suggested after the findings of this study.

Keywords: Craniosynostosis. Cone-beam computed tomography. Dental models.
Malocclusion.
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1 INTRODUCAO

A caracteristica em comum das Craniossinostoses Sindromicas (CS) diz a
respeito do fechamento precoce das suturas cranianas, esta malformagéo congénita
é representada pela retrusdo acentuada do tergo médio facial, exorbitismo e
comprometimento respiratorio’. As Sindromes de Apert (SA) e Crouzon (SC) sdo as
CS mais frequentes e apresentam diversidade nos graus de severidade de
acometimento das malformagdes?.

A sequéncia de tratamento varia bastante entre os centros de reabilitagao,
porém, comumente sdo necessarios a cranioplastia, a corre¢do da fissura de palato
(presente em alguns casos), dos membros com sindactilia, avango do tergco médio da
face, tratamento ortoddntico e corregéo da discrepancia do tergo inferior da face?®.

Os individuos com craniossinostose de uma forma geral, apresentam severa
atresia maxilar e grave discrepancia dente-osso negativa*-s.

O tratamento de escolha para a corregdo de mordidas cruzadas posteriores e
aumento do perimetro do arco dentario em individuos nao sindrémicos é a Expansao
Réapida da Maxila (ERM), através da abertura da sutura palatina mediana’. Muito
embora a ERM seja extensamente estudada e com taxas de sucesso previsiveis®0,
nao é esperado que tal tratamento funcione por uma suspeita de sisnostose acometida
também na sutura palatina mediana. Outro ponto a ser considerado é que até o
momento, ndo é conhecida a prevaléncia de atresia maxilar nos pacientes com CS, ja
que existe como caracteristica, grave discrepancia no sentido antero-posterior devido
a deficiéncia no terco médio da face. Sendo assim, deve ser feita a avaliagédo posterior
simulando um avango cirurgico futuro.

Os procedimentos ortoddnticos de ancoragem dento-suportada ou mecanicas
por palatino realizadas pelos ortodontistas da equipe de Reabilitacdo Craniofacial
exigem estudos em relagéo a anatomia do palato para um melhor entendimento frente
as particularidades de cada individuo com CS.

Considerando que os protocolos de tratamento de individuos com
malformagdes devem seguir os estudos de morfologia das malformagdes craniofaciais
observamos a importancia deste estudo. Até o momento ndo existem estudos na
literatura que descrevam a anatomia do palato das craniossinostoses sindrémicas, o

padréo de ossificacdo em imagem tridimensional e o nivel de atresia maxilar a fim de
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melhor planejar as mecénicas ortoddnticas, cirirgicas e reabilitadoras,

individualizadas a estes pacientes.
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5 CONCLUSOES

. Individuos com a Sindrome de Apert apresentam palato profundo e curto nas
vistas sagital e axial, assim como redugbes nas medidas de teto e base do palato.
Pacientes com a Sindrome de Crouzon apresentam anomalias de palato mais
brandas.

. Existe significativo aumento do tecido mole no palato de individuos com a
Sindrome de Apert nas regides de 4mm a 20mm, o que representa um fator relevante
para a diferenciagdo entre os individuos sindrémicos com SA e SC.

. Pacientes com a Sindrome de Apert e Crouzon apresentam as dimensdes
transversa da maxila, perimetro e comprimento do arco superior severamente
diminuidos em relagé&o ao grupo controle. O arco inferior € menos impactado.

. Pacientes com a sindrome de Apert e Crouzon ndo apresentam graves
problemas transversais ao comparar os arcos superior e inferior. Os pacientes com a
Sindrome de Apert apresentaram mordida cruzada anterior enquanto os pacientes
com a Sindrome de Crouzon apresentaram mordida de topo

. Individuos com a SA e SC devem ser tratados ortodonticamente com extragdes
seriadas devido a reducédo do perimetro e comprimento do arco superior. Branda
expanséao dento alveolar na maxila deve ser suficiente pra a adequagéo transversal
dos arcos dentarios pré-avango fronto-facial.

. As deficiéncias nas dimensbes do tergo médio da face e transversal da maxila
em pacientes com anomalias com o gene FgFR2 parecem nao ser consequéncias da
sinostose das suturas da base do cranio e sim resultado de uma sinostose localizada
na regido circummaxilar.

. A expansdo rapida e a tragdo reversa maxilar estdo contraindicadas em
pacientes com CS devido a maturagédo precoce das suturas e sincondroses cranio-

maxilares.
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