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RESUMO

0 adamantinoma de 0ssos longos é uma rara neoplasia do 0sso,
representando menos de 0,4% dos tumores 6sseos malignos.
Descrevemos o tratamento de uma menina de 12 anos com essa
lesdo, apos confirmacdo diagnostica, com a técnica de resseccao,
tratamento com desbridamento e curetagem, e posterior submersao
em nitrogénio liquido e fixagAo com placas. Essa técnica encontra
respaldo na literatura de reconstrucdo, e é uma alternativa a
amputacdo ou tratamento com endoprétese ou banco de tecidos.

Palavras-chave: adamantinoma; tumor dsseo; nitrogénio liquido;
resseccao.

INTRODUCAO

Histologicamente maligno e composto por estruturas epiteliais
e mesenquimais de baixo grau'?, esse tumor 0sseo se asseme-
lha ao ameloblastoma, anteriormente chamado de adamantinoma
mandibular®, e é originado dos ameloblastos, células precursoras
do esmalte dentdario. A histopatologia do adamantinoma de 0ss0s
longos continua obscura, e embora se aceite sua origem epitelial, ha

SUMMARY

Long bone adamantinoma is a rare bone neoplasm, representing
less than 0.4% of malignant bone tumors. We describe the treatment
of a 12-year-old girl with this lesion, after diagnostic confirmation,
with the technique of resection, treatment with debridement and
curettage, and subsequent submersion in liquid nitrogen and
fixation with plates. This technique is supported by literature of
reconstruction, and is an alternative to ablative reconstruction or
treatment with an endoprosthesis or tissue bank.
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quem defenda a natureza vascular da lesdo*. Apesar da semelhanca
com o ameloblastoma, ndo se estabelece qualquer relagéo entre as
duas condicGes'>®. Embora remota, ha a discussao sobre a relagéo
com a osteofibrodisplasia de ocorréncia cortical exclusiva’'®, por
isso 0 diagnostico diferencial entre os dois processos deve sempre
ser cogitado. Tanto a osteofibrodisplasia, quanto o adamantinoma
de 0ss0s longos apresentam boa evolugéo pos-operatoria’’.
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0 adamantinoma de 0ss0s longos € uma rara neoplasia do
0550, representando menos de 0,4% dos tumores 0sseos malignos.
Primeiramente descrito por Fischer em 1913, o adamantinoma
geralmente esta localizado na didfise da tibia (80%)', acometendo
individuos na segunda e terceira década de vida, podendo variar até
a quarta década em alguns casos.

Clinicamente apresenta-se com dor, podendo evoluir com defor-
midade progressiva e aumento de volume local’2", raramente ma-
nifestando-se em criancas e adolescentes'>'*, Pelo seu comporta-
mento indolente e variedade de diagnéstico diferencial, geralmente
ndo é diagnosticado nas fases mais precoces da doenca, podendo
evoluir com metastase pulmonar e recorréncia local.

RELATO DE CASO

Paciente feminino, 12 anos, com historia de dor insidiosa e pro-
gressiva na perna esquerda sem historia de traumas e sem altera-
¢Oes sistémicas. Procurou atendimento ortopédico, no qual foram
realizadas radiografias da perna esquerda, sendo identificada lesdo
litica no terco médio da diafise da tibia. Na ocasido, foi encaminhada
a0 Hospital do Servidor Publico Estadual (HSPE) para seguimento.

No primeiro atendimento no HSPE, foram realizadas radiografias
da perna esquerda, incidéncias anteroposterior (AP) e perfil (Figura 1).
Identificada lesdo litica no terco médio da diafise da tibia, sendo
solicitada uma tomografia computadorizada da perna esquerda (Fi-
gura 2) e indicada a realizagdo de biopsia fechada (Figura 3).

Ap6s processamento do material colhido evidenciou-se a pre-
senca de populacdo celular bifasica proliferativa; epitelial basal6ide

Figura 1. RX Perna esquerda (pré-operatorio)
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e fusocelular fibro-6ssea, indicando diagnostico de adamantinoma
de tibia.

Realizada ressonancia magnética (RM) (Figura 4) para avaliagao
do acometimento 6sseo e de partes moles, com intuito de posterior
planejamento cirdrgico.

Para o caso foi indicado tratamento cirtrgico, utilizando a técnica
descrita por Tsuchiya et al.', com nitrogénio liquido.

Com a paciente em posicdo supina, foram obtidas imagens
sob fluosroscopia em AP da perna esquerda, a fim de demarcar
as margens cirdrgicas, previamente definidas através do exame de
RM da perna esquerda. Com a margem definida e demarcada na
pele como 16¢m distal a articulagdo do joelho e 8cm proximal da
articulacdo do tornozelo (Figura 5A), foi feita uma incisdo na face
anteromedial da tibia de aproximadamente 20cm, abrangendo toda
a extensdo do 0sso a ser ressecado, fragmento de 11cm, abrangen-
do a cicatriz da biopsia previa (Figura 5B).

A sequir foi realizada a liberagéo de partes moles para expor toda
a regido a ser ressecada. Com a demarcagao das margens proxi-
mal e distal no 0sso, foi feita prefixacdo de uma placa medial na
tibia (Figura 6A), a fim de facilitar a fixacdo do fragmento em outro
momento do procedimento. Uma serra foi utilizada para realizar a
osteotomia proximal e distal, sendo possivel a ressecgéo em bloco
da regido acometida (Figura 6B e C).

Como descrito por Tsuchiya et al.™, apds a resseccdo em bloco
da leso, os tecidos moles aderidos ao 0sso foram removidos € 0
0sso foi curetado (Figura 7A). Seguindo o protocolo sugerido por
Tsuchiya, o fragmento foi submerso em nitrogénio liquido por 20
minutos, seguido por 15 minutos em temperatura ambiente e mais
10 minutos em dgua destilada (Figura 7B).

Com o auxilio de fluoroscopia foi realizada a fixagdo da placa me-
dial na tibia. Ap6s, o fragmento dsseo acometido foi reposicionado,
sendo preciso realizar a sua fixagdo a placa medial com 2 parafusos
monocorticais. Em seguida, uma segunda placa bloqueada, essa
lateral, foi fixada, contribuindo para a estabilidade do fragmento 6sseo
(Figura 8).

No p6s-operatorio imediato foi recomendada carga propriocepti-
va, sendo liberada carga parcial, com auxilio de muletas, apos 10
meses. A liberagéo da carga foi feita de acordo com a avaliagdo
clinica e radiogréafica obtida (Figura 9).

DISCUSSAO

0 adamantinoma de 0ssos longos é uma neoplasia maligna rara
de baixo grau, de crescimento lento, podendo acometer esqueleto
apendicular, porém é encontrada mais comumente na tibia (80%).
Sua caracteristica bimodal na histologia torna o diagnéstico dificil,
e tem a displasia fibrosa como principal diagnostico diferencial. O
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Figura 4. RM perna esquerda mostrando hipersinal na diafise da tibia esquerda. A. Cortes axiais (T1); B. Cortes coronais (T1); C. Cortes coronais (T2); D.
Cortes sagital (T2)
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Figura 5. A. Marcacéo na pele. B. Incisao

Figura 6. A. Pré-fixagdo da placa medial. B. Osteotomia. C. Exciséo do fragmento 6sseo

achado clinico mais frequente é a dor'?, insidiosa neste caso des-
crito, e raramente evolui com fratura. Os métodos de imagem evi-
denciam lesdo da cortical inicialmente excéntrica, litica, de limites
imprecisos, alongada, com maior eixo ao longo do 0sso'?. Neste
caso denota-se uma lesdo litica na medular 6ssea adjacente a lesdo
cortical, o que possibilitou levantar a hipdtese de uma lesao mais
agressiva em despeito a uma lesdo fibrosa de cortical.

A fim de confirmar a presenca da lesdo foram realizadas a to-
mografia computadorizada (TC) e a ressonancia magnética (RM),
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avaliando a real extensdo do tumor a fim de orientar os limites da
resseccao cirlrgica. A bidpsia é obrigatoria pela suspeita de agressi-
vidade da lesdo €, no nosso servico, realizada de forma percutanea
com agulha na possivel via de acesso cirlrgico.

Por se tratar de um tumor maligno de baixo grau, ndo ha indi-
cagdo de terapia neoadjuvante, sendo indicado a ressecgéo com
margem ampla da leséo.

Ha varios métodos de reconstrucdo descritos para tumores de
tibia, como por exemplo fibula vascularizada e tibializagdo da fibula
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Figura 8. Fixagdo com placas blogueadas lateral e medial

que devem ser considerados principalmente em paciente jovens,
apresentando um alto potencial curativo. A reconstrugdo com en-
doprétese é citada na literatura e usada em casos selecionados,
mas apresentam resultados limitados nessa topografia. Ressalta-
mos nesse caso a utilizagdo da crioterapia da lesdo com posterior
reconstrucao com placas (“Método de Frozen”), descrito pelo pro-
fessor Dr. Tsuchiya'®. Essa técnica consiste na excisdo em bloco
do tumor incluindo a ressecgéo de partes moles adjacentes com
caracteristicas tumorais, seguido da preparacéo do segmento 4sseo
ressecado através de curetagem exaustiva e retirada de todo tecido
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Figura 9. RX pds-operatdrio 10 meses

tumoral externo e intramedular. Apds esse procedimento, ¢ realizada
a submersao de todo o segmento em nitrogénio liquido durante 20
minutos, em seguida ¢ deixado em temperatura ambiente durante
15 minutos, e, finalmente, mergulhado em agua destilada durante
10 minutos. Posteriormente, 0 segmento 4sseo é devolvido visando
a reconstrucgdo, e fixado com uso de haste intramedular ou placa.

0 tratamento com nitrogénio liquido tem varias vantagens, in-
cluindo baixo custo, manutengédo das propriedades osteoindutivas
e osteocondutivas'®, manutengdo da conformagdo 6ssea e matriz
cartilaginosa, forca biomecanica suficiente'”, ndo transmissdo de
doengas e ndo rejeicao imunologica por ndo ser necessario uso de
0ss0 proveniente de banco de 0sso. Como complicagdes mais co-
muns com o processo de reconstrugdo apos utilizar o nitrogénio li-
quido, temos a infecgdo, a pseudoartrose, reabsorgao do fragmento
0sseo e fratura do fragmento reinserido.
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0 seguimento dos pacientes por longo prazo ¢ fator de extrema
importancia para avaliarmos a evolugdo da doenca.
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