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Desordens hiperostéticas em American Bully*

Hiperostotic disorders in american bully
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Resumo

O complexo de desordens hiperostoticas € uma condigéo rara e autolimitante, que tem as mesmas caracteristicas histopatolégicas,
que cursa com proliferagao éssea de carater ndo neoplasico. Acomete cées jovens de ragas distintas, com variabilidade quanto ao
tipo de proliferagédo 6ssea e quanto aos ossos acometidos. O complexo € composto pela osteopatia craniomandibular, hiperostose
da calota craniana e osteodistrofia hipertréfica. Podendo estar presente nos ossos da calota craniana, mandibulas, coluna cervical e
esqueleto apendicular. O presente relato, descreveu o quadro de uma cadela, da raga American Bully, ndo castrada, trés meses de
idade, que foi atendida com queixa de aumento de volume doloroso das mandibulas, hiporexia e sialorreia ha 15 dias, apresentando
ao exame fisico, amplitude de movimento diminuida e sensibilidade dolorosa da articulagdo temporomandibular, espessamento
firme bilateral do cranio em regido de fossa temporal, espessamento palpavel de consisténcia firme das mandibulas e crepitagao
respiratoria. Apos avaliagéo clinica e realizagdo de exames complementares, chegou-se ao diagndstico presuntivo, de complexo
de desordens hiperostéticas. Foi instituido como conduta terapéutica o suporte analgésico, sendo eficaz para a manutengao das
necessidades fisiologicas até a paciente alcancar a fase adulta. O progndéstico para esta paciente foi considerado bom, uma vez
que ndo havia indicios de anquilose da articulagdo temporomandibular e/ou manifestagdes neuroldgicas.

Palavras-chave: hiperostose da calota craniana, osteodistrofia hipertréfica, osteopatia craniomandibular, osteoproliferagéo.

Abstract

The complex of hyperostotic disorders is a rare and self-limiting condition, which has the same histophatological characteristics,
which courses with non-neoplastic bone proliferations. It affects young dogs of different breeds, with variability the bones affected.
The complex is composed of craniomandibular osteopathy, calvarial hyperostotic syndrome and hypertrophic osteodystrophy. It may
be present in the bones of the skullcap, jaws, cervical spine and appendicular skeleton. The present report describes the condition
of a female dog, American Bully breed, entire, three months old, with a complaint of painful swelling of the jaws, hyporexia and
drooling for 15 days, presenting on physical examination, reduced amplitude and pain of the temporomandibular joint, bilateral firm
thickening of the skull in the temporal fossa region, palpable firm-consistent thickening of the mandibles and respiratory crackle.
After clinical evaluation and complementary tests, a presumptive diagnosis of hyperostotic disorders complex was reached. It was
instituted pain management as a treatment, being effective for the maintenance of physiological needs until the patient reaches the
adulthood. The prognosis for this patient was considered good, since there was no evidence of temporomandibular joint ankylosis
and/or neurological manifestations.

Keywords: calvarial hyperostotic syndrome, craniomandibular osteopathy, hypertrophic osteodystrophy, osteoproliferation.

Introducao

O complexo de desordens hiperostoticas € uma condigédo pouco
compreendida, rara e autolimitante, que afeta caes jovens.
Refere-se a um conjunto de moléstias, marcadas por proliferagcao
éssea nao neoplasica, que tem as mesmas caracteristicas
histopatolégicas. Composto pela Osteopatia Craniomandibular
(OCM), Hiperostose da Calota Craniana (HCC) e Osteodistrofia
Hipertréfica (OH) (LETKO et al., 2020).

Segundo Thompson et al. (2011), a OCM acomete ambos os
sexos e ocorre sobretudo nas ragas Terriers. Infere-se que a
etiologia para este grupo, esteja associada a genes autossdmico
recessivo, em contrapartida, nas demais ragas, a ocorréncia
pode ser atribuida a agentes infecciosos (E.coli e Paramyxovirus)
(COELHO et al., 2018). E caracterizada por proliferagao éssea
irregular, que acomete principalmente a mandibula, bulas
timpéanicas, osso occipital, parietal e frontal (SALINAS et al.,
2021), e ocasionalmente pode estender-se para as metafises
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de fémur, radio e ulna, com relatos, ainda, de acometimento em
coluna cervical e escapula (CRACIUN et al., 2020).

Em relagdo a HCC, ndo esta estabelecido se ha predilegdo
sexual, sabe-se que acomete principalmente a raga Bullmastiff,
e esporadicamente outras ragas. A etiologia é pouco
compreendida. Estudos em criangas portadoras de hiperostose
cortical infantil, evidenciaram desordens de colageno e aumento
da prostaglandina E sérica (HAKTANIR et al.,2017). A HCC
se apresenta como proliferagdo 6ssea regular (FORREST,,
2018), que acomete ossos chatos do cranio e ossos longos
(THOMPSOM et al., 2011).

Hill et al (2015), reiteram que a OH tem maior ocorréncia em
machos, e acomete racas gigantes e de grande porte. As
causas propostas no desenvolvimento da doenga incluem
micro-organismos (Paramyxovirus), associagdo de vacinas,
desbalancgo nutricional e predisposi¢do genética. As lesdes s&o
marcadas por hiperplasia periosteal e calcificagdo, podendo-
se ver ainda, zonas transparentes, adjacentes a fise (HILL et
al.,, 2015). Surgem na metafise de ossos longos como radio,
ulna e tibia, e atipicamente nas jun¢des costocondrais, ossos
metacarpicos e metatarsicos, umero proximal e a regido
craniomandibular (POLLARD e PHILLIPS., 2018).

O diagndstico é apoiado pelas manifesta¢des clinicas, achados
de exames de imagem, histopatolégico e laboratoriais, com
tratamento de suporte baseado na analgesia (COELHO et al.,
2018).

O relato em pauta, teve por objetivo descrever a ocorréncia de
desordens hiperostoticas em uma fémea da raga American Bully.

Relato de Caso

Uma fémea de trés meses de idade, ndo castrada, da raga
American Bully, foi apresentada para avaliagéo clinica no
Hospital Veterinario Escola (dia 0), com queixa de aumento de
volume doloroso das mandibulas, hiporexia e sialorreia. O tutor
havia relatado aumento de volume intermitente ha 15 dias, e
administrava empiricamente sete gotas de dipirona quando a
paciente mostrava-se apatica, apresentando discreta melhora
apos tratamento. A paciente vivia em um centro urbano com mais
trés caes, sendo todos vermifugados, a dieta era constituida por
comida caseira e ragdo comercial para filhotes. Foi informado
ainda, que a mesma ja havia recebido duas doses da vacina
polivalente (V10°).

A paciente pesava 12,7 kg, ao exame fisico apresentou
sobrepeso, com nivel de consciéncia deprimido, amplitude
de movimento da articulagdo temporomandibular diminuida e
dolorosa, espessamento firme bilateral do cranio em regido
de fossa temporal, espessamento palpavel de consisténcia
firme das mandibulas, mais pronunciado do lado esquerdo e
crepitagao respiratoria.

Os testes laboratoriais revelaram discreta anemia normocitica
normocrémica, trombocitose, leucocitose por neutrofilia, com
presenca de raros neutréfilos toxicos, hiperfosfatemia, aumento
da fosfatase alcalina e hipercalcemia iénica.

Foram adquiridas radiografias sob anestesia, do térax,
cranio, coluna cervical, membros toracicos e pélvicos. As
projecdes realizadas do cranio revelaram: prolongamento e
espessamento do palato mole, espessamento de aspecto regular
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e osteoesclerético da porgao diploe dos ossos occipital, parietal
e frontal, associados a reagao periosteal de aspecto em palicada
e aumento de volume e radiopacidade bilateral, em corpo de
mandibula (Figura 1 e Figura 2). Em ambos membros toracicos
visualizou-se, aspecto irregular das corticais 6sseas em metafise
distal de radio e ulna (Figura 3). Demais areas radiografadas
sem alteragdes durante todo o acompanhamento.

Figura 1: Imagens radiograficas em projecdes lateral de cranio,
demonstrando prolongamento e espessamento do palato
mole (cabega de seta), espessamento de aspecto regular e
osteoesclerotico da porgéo diploe dos ossos da calota craniana
(*) e reagdo periosteal de aspecto em palicada associado a
aumento de volume em corpo de mandibula (seta). Evolugéo
da reacdo periosteal da calota craniana e mandibulas. (A) —
Imagens obtidas quando a paciente se apresentou ao hospital
veterinario. (B) — Imagens obtidas 45 dias depois. (C) — Imagens
obtidas 75 dias apds primeiro exame

Figura 2: Imagens radiograficas em proje¢des dorsoventral de
cranio, demonstrando reagao periosteal de aspecto em paligada
associado a aumento de volume e radiopacidade em corpo
das mandibulas (cabega de seta), espessamento de aspecto
regular e osteoesclerético da porg¢ao diploe dos ossos da calota
craniana (*) e deposicao 6ssea de aspecto irregular, adjacente a
fossa temporal (seta). Evolugdo da reagéo periosteal da calota
craniana e mandibulas. (A) — Imagens obtidas quando a paciente
se apresentou ao hospital veterinario. (B) — Imagens obtidas 45
dias depois. (C) — Imagens obtidas 75 dias ap6s primeiro exame

Dados os locais de acometimento da proliferacdo dssea,
aspectos radiograficos, associados a idade, manifestagdes
clinicas e histérico do cao, foi sugerido que as alteragdes em
cranio eram condizentes com hiperostose da calota craniana
e osteopatia craniomandibular, enquanto que os achados em
membros toracicos estavam relacionados ao rapido crescimento
e remodelamento 6sseo (zona de corte), embora néo fosse
possivel descartar osteodistrofia hipertréfica.

Devido a intensa algia apresentada no momento da avaliagdo
clinica a paciente permaneceu internada no hospital por dois
dias recebendo Omeprazol, na dose de 1mg/kg/lV, a cada 12
horas; Dipirona, na dose de 25mg/kg/lV, a cada 12 horas e
Tramadol, na dose de 2mg/kg/SC, a cada 12horas. A paciente
ainda apresentava dor ao segundo dia, decidiu-se assim, pela



substituicdo do Tramadol por Metadona, na dose de 0,2mg/kg/
IM, a cada 12 horas. No terceiro dia recebeu alta médica, com
prescricdo por uma semana, de Omeprazol 1mg/kg/PO, cada
12 horas; Carprofeno 2mg/kg/PO, a cada 12horas e Tramadol
3mg/kg/PO, a cada 8 horas.

Figura 3: Imagens radiograficas em proje¢cdes mediolateral
dos membros toracicos, demonstrando aspecto irregular das
corticais 6sseas em radio (cabeca de seta) e ulna (seta) em
metafise distal. Achados radiograficos relacionados ao rapido
crescimento 6sseo. (A) — Membro toracico esquerdo. (B) —
Membro toracico direito

Abidpsia 6ssea para o diagnéstico definitivo nao foi considerada
neste paciente, visto que os sinais radiograficos foram suficientes
para estabelecer o diagndstico presuntivo.

O acompanhamento radiografico das lesbes foi recomendado
e devido a auséncia de complexidade e a distribuigéo tipica
das lesdes, o exame de tomografia computadorizada néo foi
preconizado no primeiro momento.

Apés 10 dias do primeiro atendimento, o cao voltou para
reavaliagdo clinica. A proprietaria relatou que o tratamento
proporcionou alivio consideravel da dor e, ao exame fisico, a
paciente se mostrou alerta e sem desconforto ou restricbes
para mobilidade da articulagdo temporomandibular, embora os
espessamentos dos 0ssos do cranio e mandibula continuassem
os mesmos. A medicagado prescrita, foi substituida para
gabapentina, na dose de 7mg/kg/PO/BID, por 30 dias.

Nova reavaliagao e projec¢des radiograficas de cranio, membros
toracicos, membros pélvicos e coluna cervical foram realizadas
45 dias apos o primeiro exame. O tutor declarou que a paciente
ficou por alguns dias sem a medicacgéo e que, nesse periodo, a
paciente demonstrou recidiva da dor.

Os sinais radiograficos relacionados ao rapido crescimento e
remodelamento 6sseo, permaneceram 0s mesmos na regido
de radio e ulna. Foram visualizados bilateralmente, em cortical
cranial da epifise proximal do Umero, areas de lise 6ssea,
que promoviam irregularidade da cortical, associado ainda a
discreta opacificagao mineral dos tecidos moles (paraperiosteal),
correspondentes ao tenddo do musculo supraespinhoso (Figura
4). Achados radiograficos que também foram associados
ao rapido crescimento dsseo. Ja as radiografias do cranio
revelaram incremento na osteoproliferacdo em calota craniana
e mandibulas, mais evidente em ramo esquerdo (Figura 1 e
Figura 2).
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Figura 4: Imagens radiograficas em projegoes mediolateral dos
membros toracicos, demonstrando irregularidade da cortical
cranial da epifise proximal do Umero (cabega de seta), associado
a opacificagdo mineral dos tecidos moles paraperiosteais (seta).
Achados radiograficos relacionados ao rapido crescimento 6sseo
em umero. (A) — Membro toracico esquerdo. (B) — Membro
toracico direito

A paciente retornou ainda para mais duas reavaliagdes clinicas
(75 e 105 dias) e mais um acompanhamento radiografico
(75 dias). As alteragdes radiograficas em membros toracicos
relacionadas ao rapido crescimento, ndo estavam mais
presentes. Em contrapartida as proliferagdes dsseas do cranio
tiveram um discreto incremento (Figura 1 e Figura 2). Frente a
esses resultados optou-se por manter a gabapentina na dose
de 7mg/kg/PO/BID até a maturidade esquelética da paciente.

Como terapia adjuvante foi recomendado ainda, sessdes de
acupuntura (inicio dia 128). O protocolo terapéutico proveu
o alivio da dor da paciente, o que proporcionou bem estar, e
liberdade para desenvolver as necessidades fisioldgicas sem
restricbes. A paciente foi acompanhada para este relato até a
idade de oito meses. Com boa evolugéo e resolugédo esperada
ao chegar a idade adulta.

Discussao

O complexo de desordens hiperostéticas € uma condigdo
marcada por osteoproliferagdo ndo neoplasica, sendo sua
etiologia e apresentagdo pouco elucidada. Sao relatadas
diferentes formas de apresentagdo em ragas distintas, com
variabilidade quanto a proliferagcdo 6ssea, como também dos
locais anatémicos de acometimento.

Com base nas caracteristicas clinicas e na analise radiografica,
a paciente do presente relato foi diagnosticada com hiperostose
da calota craniana e osteopatia craniomandibular, duas
variantes do complexo de desordens hiperostéticas. Os
aspectos radiograficos tipicos da doenga, foram suficientes
para estabelecer o diagnodstico, ndo havendo a necessidade
de realizagdo do exame de bidpsia, o que & corroborado por
Alberti et al. (2021). Além do fato de que, durante o periodo
de acompanhamento, nado foram evidenciados indicios de
processos inflamatério/infeccioso, metabodlico ou neoplasico,
sendo, portanto, possivel descartar estas possibilidades,
conforme proposto por Craciun et al. (2020).

O papel dos exames de imagem nesta condigdo € de suma
importancia, visto que sédo excelentes métodos para apoio
diagnostico, além de avaliar a evolugéo e tragar o prognéstico
do caso (SALINAS et al., 2021).
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As modalidades avangadas como a tomografia computadorizada
e a ressonancia magnética, sdo preconizadas, quando
houver sinais radiograficos de acometimento da articulagéo
temporomandibular, manifestagdes clinicas de anquilose da
articulagéo temporomandibular e manifesta¢cdes neuroldgicas
secundarias a compressdo mecanica do encéfalo (CRACIUN
et al., 2020).

A auséncia de manifestagdes clinicas em membros toracicos,
reforcaram que os achados radiograficos em Uumero, radio e
ulna, ndo estavam relacionados a osteodistrofia hipertrofica.
Sendo a mineralizagdo de tecidos moles paraperiosteais e a
irregularidade cortical, associadas ao rapido crescimento e
remodelamento 6sseo (DENNIS et al., 2010).

Os achados em cranio e mandibulas, foram similares ao relato
exposto por Thompsom et al. (2011), que expuseram um caso de
uma Pit Bull Terrier de oito meses de idade com hiperostose da
calota craniana e osteopatia craniomandibular simultaneamente,
diagnosticada com auxilio dos exames de raio-X, tomografia
computadorizada e histopatologia. Os autores contestaram
a respeito da classificacdo da osteopatia craniomandibular
e hiperostose da calota craniana como entidades distintas,
alegando acerca da sobreposigdo de manifestagdes clinicas,
aspectos radiograficos, e dos sitios de acometimento em
ambas condigdées. Mostrando assim que tal nomenclatura é
inadequadamente restritiva aos locais de acometimento, e que
essas duas manifestagdes fazem parte da mesma doenga, com
apresentagdes diferentes entre individuos e ragas.

Apesar das diferengas quanto a predisposigao racial e aspecto
radiografico da reagao periosteal. Ambas variantes apresentam
sensibilidade a palpagao do osso afetado, tendo em comum ainda
as estruturas anatdmicas acometidas, faixa etaria, caracteristicas
histopatoldgicas, além de apresentarem resolugéo, quando da
maturidade esquelética. Radiograficamente, as proliferages
6sseas periosteais tendem a aparecer bilateralmente
(THOMPSOM et al., 2011). Ja a histologia, & marcada pelo
aumento de tecido 6sseo por unidade de volume, o que pode
ser decorrente de menor atividade osteoclastica e maior agcao
osteoblastica (COELHO et al., 2018). Fato que também justifica
a elevacgéao da atividade sérica da fosfatase alcalina.

Ainda sobre a dificuldade na caracterizagdo das variantes
do complexo como disturbios distintos. Matiasovic et al.
(2016), relataram um caso de osteopatia craniomandibular
em uma cadela da raga Airedale de oito meses de idade, que
foi diagnosticada com auxilio dos exames de ressonancia
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magnética e biopsia éssea. Os pesquisadores apresentaram
que houve sobreposigéo consideravel dos sinais de ressonancia
magnética em comparagao aos achados de ressonancia, de um
caso prévio de hiperostose da calota craniana, que havia sido
relatado por McConnell et al. (2006).

O tratamento pode levar cerca de um a dois meses sendo que,
por vezes, pode perdurar até a maturidade esquelética, com
resolugado espontanea. A terapia tem por objetivo o controle
da dor por meio de analgésicos, anti-inflamatérios esteroidais
e nao esteroidais, sendo as vezes necessaria a associagao
multimodal de farmacos. Ainda conforme a complexidade do
caso, pode ser necessario vincular fluidoterapia ou até mesmo
nutrigdo parenteral devido a eventuais restrigbes da amplitude da
articulagédo temporomandibular (COELHO et al., 2018). Alguns
autores citaram ainda, que pode se tentar realizar a castragao
na tentativa de acelerar a maturidade esquelética, entretanto,
Marchini et al. (2021) alertaram sobre alguns disturbios que
podem surgir em decorréncia da castracdo pré-pubere, como
afec¢des urogenitais, obesidade, diabetes mellitus, afecges
musculoesqueléticas e neoplasma.

A paciente aqui descrita foi monitorada até oito meses de
idade, e durante esse periodo foram necessarias algumas
mudangas no tratamento, afortunadamente com resultados
satisfatérios no controle da dor, embora houvesse persisténcia
da osteoproliferagao.

O prognéstico € bom para os casos brandos e moderados, ja
para os casos que apresentam maior grau de acometimento,
como anquilose da articulagdo temporomandibular, por vezes
a eutanasia se torna necessaria.

Conclusao

O complexo de desordens hiperostéticas € uma condigdo rara
que acomete caes jovens. Sendo os exames de imagem em
conjunto com as manifestagdes clinicas e histérico do paciente,
satisfatoriamente suficientes para alcangar o diagndstico
presuntivo. Os primeiros relatos traziam as variantes como
entidades distintas, o que foi mudando no decorrer do tempo,
por meio do questionamento de alguns pesquisadores, sendo
que trabalhos contemporéaneos ja tratam a condigdo como
um complexo. Sendo necessario para validagdo da mudanga,
realizagdo de mais pesquisas a cerca, da investigagao de
etiologia e fatores comuns entre as apresentagées. O que pode
ser dificil devido a raridade da condigao.
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