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RESUMO

Introducdo: A reconstrucdo de cavidades anoftalmicas em idade pediatrica €
fundamental devido ao impacto que estas condicBes podem ter na vida da crianca,
guer a nivel funcional como estético. O objetivo desta revisao sisteméatica é analisar os
diferentes métodos terapéuticos (conservadores e cirdrgicos), atualmente utilizados na
pratica clinica, no tratamento das anoftalmias e microftalmias congénitas,
evidenciando a sua eficicia, tanto funcional como estética, as suas complicacdes a
curto e longo prazo, e as vantagens e desvantagens de cada técnica.

Métodos: Os artigos foram pesquisados na base de dados eletrénica bibliografica
PubMed/MEDLINE e EMBASE, com o0 seguinte algoritmo de busca: (Anophthalmos
OR Anophthalmia) AND (Micropthalmos OR Micropthalmia) AND (Orbital expansion
OR Anophthalmic reconstruction) AND ("Anophthalmos"[MAJR]) AND ("Eye,
Artificial'[MAJR] OR "Microphthalmos"[MAJR]) AND ("Eye, Artificial'[MeSH Terms] OR
"Orbital Implants"[Mesh]) AND ("Anophthalmos"[Mesh] OR "Microphthalmos"[Mesh)
AND (Child). Foram pesquisados apenas artigos publicados entre 1 de Janeiro de
2000 e 14 de Novembro de 2018. Foi também realizada, manualmente, uma avaliacdo
da lista de referéncias dos artigos selecionados, nomeadamente dos titulos e
abstracts.

Resultados: Dos 247 artigos selecionados na pesquisa, 9 cumpriram os critérios de
inclusdo (1 estudo de casos clinicos e 8 de séries clinicas). Os estudos foram
realizados nos Estados Unidos da América, Italia, Alemanha, Egito e China,
compreendendo um total de 68 criangas (41 com microftalmia congénita e as restantes
27 com anoftalmia congénita clinica). O método terapéutico escolhido foi cirdrgico,
através da colocacdo de enxertos dermo-adiposos autdlogos (2 estudos) e implantes
orbitarios heterélogos expansiveis, nomeadamente expansores de silicone (1 estudo),
de hidrogel (5 estudos) e orbitarios integrados (1 estudo). Os parametros mais
avaliados foram: o comprimento horizontal e abertura da fenda palpebral (3 estudos) e
o volume orbitario (5 estudos), através do racio olho afetado/olho contralateral (RAC).
Observamos em todos os estudos um aumento destes parametros aquando da
colocacdo de implantes orbitarios, tendo alguns (3 estudos), inclusive, realizado
andlises estatisticas validando estes achados. As criancas submetidas a expansdes
conjuntival e orbitaria, apresentaram um aumento do volume orbitario superior
relativamente as submetidas apenas a expansao conjuntival. A taxa total de
complicacdes associadas foi de 34.5%. A acomodacao da prétese ocular a cavidade
orbitéria foi satisfatoria, exceto na motilidade, onde 80 a 100% das criangas com

enxertos dermo-adiposos apresentaram uma motilidade da prétese ocular muito pobre.



Conclusédo: O método terapéutico mais utilizado atualmente na pratica clinica no
tratamento das anoftalmias e microftalmias congénitas € o método cirargico, sendo 0s
implantes orbitarios expansiveis ou com capacidade de crescimento os preferiveis na
estimulac@o do crescimento orbitario. Qualquer um deles mostrou ser eficaz e seguro,
apresentando baixas taxas de complica¢des a curto prazo. No entanto, dada a falta de
evidéncias cientificas, aconselha-se a realizacao futura de estudos com um maior
ndamero de criangcas com anoftalmia e microftalmia congénitas e durante um periodo
de tempo mais alargado, de modo a melhorar a comparagdo entre os métodos
terapéuticos e avaliar a sua eficacia a longo prazo. A deciséo final relativamente ao
tipo de abordagem terapéutica devera assim ser feita segundo a preferéncia do
cirurgido e de uma forma individualizada.

Palavras-chave: anoftalmia, microftalmia, reconstrucao orbitaria, expansao orbitaria,

idade pediétrica.



ABSTRACT

Introduction: The reconstruction of anophthalmic cavities in pediatric age is crucial
because of the impact these conditions can have on child’s life, both functional and
aesthetically. The purpose of this systematic review is to identify the different
therapeutic methods currently used in clinical practice in the treatment of congenital
anophthalmia and microphthalmia, reporting it's effectiveness, both functional and
aesthetic, it's short and long-term complications and the advantages and
disadvantages of each technique.

Methods: The articles were searched on PubMed/MEDLINE and EMBASE database
with the search algorithm: (Anophthalmos OR Anophthalmia) AND (Micropthalmos OR
Micropthalmia) AND (Orbital expansion OR Anophthalmic reconstruction) AND
("Anophthalmos"[MAJR]) AND ("Eye, Artificial'[MAJR] OR "Microphthalmos"[MAJR])
AND ("Eye, Artificial'MeSH Terms] OR "Orbital Implants"[Mesh]) AND
("Anophthalmos"[Mesh] OR "Microphthalmos"[Mesh) AND (Child). It was searched for
articles published between January 1%, 2000, and Novembro 14" 2018. Reference
lists of selected studies, mainly titles and abstracts, were also checked manually.
Results: Of 247 articles retrieved from the research, 9 met inclusion criteria (1 case
report and 8 case series). The studies were conducted in the United States of America,
Italy, Germany, Egypt, and China, and comprised a total of 68 children (41 with
congenital microphthalmia and the remaining 27 with clinical congenital anophthalmia).
The chosen therapeutic method was surgical, by placing autologous dermis-fat grafts
(2 studies) and expansive heterologous orbital implants, namely silicone (1 study),
hidrogel (1 study) and orbital integrated (1 study) expanders. The most evaluated
parameters were: the horizontal length and aperture of the eyelid fissure (3 studies)
and the orbital volume (5 studies), through the ratio affected eye / contralateral eye
(RAC). We observed in all studies an increase in these parameters after placing the
orbital implants, with some (3 studies) including statistical analyzes validating these
findings. The children submitted to socket and orbital expansions, showed an increase
in the orbital volume higher relatively to those submitted only socket expansion. The
total rate of complications was 34.5%. The accommodation of the ocular prosthesis to
the orbital cavity was satisfactory, except in the matility, in which 80 to 100% of children
with dermis-fat grafts showed a very poor ocular prosthesis motility

Conclusion: The therapeutic method currently used in clinical practice in the treatment
of congenital anophthalmia and microphthalmia is the surgical method, being the
expansive orbital implants or the ones with growth capacity the preferred ones. Any
one of them showed to be effective and safe, reporting low rates of short-term

complications. However, giving the lack of scientific evidence, it is advisable to carry
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out future studies with a larger number of children with congenital anophthalmia and
microphthalmia and for a longer period of time, in order to improve the comparison
between therapeutic methods and to evaluate their long-term effectiveness. The final
decision regarding the type of therapeutic approach should be made according to the
preference of the surgeon and in an individualized way.

Key-words: anophthalmia, microphthalmia, orbital reconstruction, orbital expansion,

pediatric age.
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1. INTRODUCAO

Anoftalmia congénita é a auséncia completa do globo ocular consequente a um
defeito no desenvolvimento embrionario.! A microftalmia corresponde ao
desenvolvimento incompleto ou redugéo do globo ocular (microftalmia simples), com
ou sem outras malformagdes oculares (microftalmia complexa)." A prevaléncia de
ambas as condi¢des, nomeadamente anoftalmia e microftalmia, € de 0,7 — 1 por 10 mil

nascimentos, sem prevaléncia de sexo,**

sendo a microftalmia a condigdo mais
frequente.’ Dada a auséncia completa de um olho ser um fenémeno raro, define-se
por anoftalmia clinica quando se observam remanescentes oculares.” A causa mais
frequente destas patologias é idiopatica, no entanto, ha outros fatores, hereditérios e
ambientais, que poderdo estar na sua origem, tais como: infecdes in Utero; défices
vitaminicos; e doengas hereditarias autossomicas dominantes, recessivas ou ligadas
ao cromossoma X.*

A reducdo ou a auséncia do globo ocular pode ter um grande impacto na vida da
crianca, quer a nivel funcional como estético, principalmente se n&o for tratada.* Para
além do comprometimento visual, pode levar, com o passar do tempo, a hipoplasia
dos tecidos moles peri-orbitarios, da érbita 6ssea e de toda a hemiface,* incluindo, o
0sso maxilar e a mandibula.> O seu diagnéstico é clinico e devera ser realizado de
forma atempada.’ O recurso a exames imagioldgicos é fundamental, ndo s6 para
avaliar o grau da hipoplasia orbitaria, como também para diagnosticar anormalidades
intracranianas.*® O desenvolvimento harmonioso da 6rbita depende do crescimento
normal do volume orbitario.! Para isso, a reposicdo deste volume é uma prioridade no
tratamento inicial de uma anoftalmia ou microftalmia, que por sua vez, devera ser
iniciada, preferencialmente, no primeiro més de vida.” Por vezes pode ser necessario
recorrer previamente a enucleacdo (remocdo total do globo ocular com preservacéo do
conteudo orbitario) ou evisceragdo ocular (remocao dos remanescentes oculares com
preservacdo da esclera e dos musculos extraoculares).?

O ultimo e principal objetivo do tratamento é fazer com que a crianca possa,
futuramente, usufruir de uma prétese ocular externa' de modo a alcangar um correto
desenvolvimento fisico e mental.* Existem varios métodos terapéuticos, mas todos
eles tém como objetivo expandir as cavidades conjuntival e orbitaria, aumentar a fenda
palpebral e alcancar a simetria facial.”® O tratamento conservador recorre a
conformadores estéticos progressivamente maiores de forma a promover uma
expanséo continua da cavidade orbitaria & medida que esta se vai desenvolvendo.' O
tratamento cirdrgico baseia-se na colocacdo de implantes orbitarios primarios e/ou
secundérios.”® Existem vérios tipos de implantes com diferentes propriedades entre

si,° no entanto, de um modo geral, os implantes deverdo ser faceis de manipular,
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biocompativeis e, se possivel, apresentar uma capacidade de expansédo de forma a
acompanhar o crescimento facial da crianca.''® Apds se atingir um tamanho ideal da
cavidade orbitaria, proceder-se-4 a colocacdo de um implante orbitario estético
definitivo.

Este trabalho tem como objetivo analisar os diferentes métodos terapéuticos
atualmente utilizados na pratica clinica no tratamento das anoftalmias e microftalmias
congénitas na crianca, evidenciando a sua eficécia, tanto funcional como estética, as
suas complicacdes a curto e longo prazo, e as vantagens e desvantagens de cada

técnica.

2. MATERIAIS E METODOS

2.1. Pesquisa do estudo

Esta revisdo sistemética foi conduzida segundo um dos guias preferenciais para
realizacdo de revisdes sistematicas — PRISMA. Foram pesquisados artigos na base de
dados eletrénica bibliografica PubMed/MEDLINE e EMBASE, com o0 seguinte
algoritmo de busca: (Anophthalmos OR Anophthalmia) AND (Micropthalmos OR
Micropthalmia) AND (Orbital expansion OR Anophthalmic reconstruction) AND
("Anophthalmos"[MAJR]) AND ("Eye, Artificial'[MAJR] OR "Microphthalmos"[MAJR])
AND ("Eye, Artificial'MeSH Terms] OR "Orbital Implants"[Mesh]) AND
("Anophthalmos"[Mesh] OR "Microphthalmos"[Mesh) AND (Child). Foram pesquisados
apenas artigos de lingua portuguesa, inglesa e espanhola, publicados entre 1 de
Janeiro de 2000 até a data da pesquisa (14 de Novembro de 2018). Desta resultou um
total de 247 artigos.

2.2. Critérios de incluséo e excluséo

Os critérios de inclusao foram: idade pediatrica (0 aos 17 anos); estudos realizados
apenas em seres humanos; doentes sem anomalias craniofaciais e/ou doencas
sistémicas; presenca de anoftalmia e/ou microftalmia congénitas, simples ou
complexas; doentes do sexo feminino ou masculino, oriundos de qualquer raca;
colocacdo de conformadores e/ou implantes orbitarios primarios ou secundarios; e
presenca de pelo menos um dos objetivos de interesse deste trabalho (tipo de método
terapéutico; eficacia funcional e estética; e complicacdes terapéuticas associadas).

Os critérios de exclusdo foram: artigos publicados antes do ano de 2000; idade
adulta (= 18 anos); estudos realizados em seres nao humanos; presenga de anomalias
craniofaciais e/ou doencas sistémicas; presenca de anoftalmia e/ou microftalmia

adquiridas; condic&o/patologia n&o relevante; impossibilidade de extrapolar os dados
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necessarios dos resultados publicados; e artigos de lingua néo inglesa, portuguesa ou

espanhola.

2.3. Selecédo do Estudo
Apoés a remocao de 59 artigos duplicados, procedemos a leitura dos restantes 188,
nomeadamente, dos titulos, abstracts, e de alguns textos completos quando
necessario um maior esclarecimento acerca da idade da populagéo em estudo (Fig. 1).
Destes, 9 artigos cumpriram os critérios de inclusdo e exclusdo. Posteriormente,
realizdmos, manualmente, uma pesquisa e avaliacdo da lista de referéncias dos 9
artigos selecionados, mais propriamente dos titulos e abstracts, ndo tendo, no entanto,

nenhum artigo cumprido os critérios necessarios para serem incluidos na reviséo.

2.4. Colheita de dados

A analise e a extracdo dos dados foram realizadas pelo autor principal desta
revisdo. Com base nos critérios de inclusdo e exclusdo selecionAmos um total de 9
artigos, nomeadamente, estudos observacionais descritivos (8 retrospetivos e 1
prospetivo), de casos e séries clinicas (Figura 1). Destes artigos, extraimos o0s
seguintes dados: ano de publicacéo; localizagédo geografica; nimero e idade (média ou
intervalo) dos participantes; método de tratamento de reconstrugcdo orbitaria
(conservador e/ou cirargico); tempo de seguimento (meses); dimensdes da cavidade
orbitdria e da fenda palpebral (antes e depois do procedimento terapéutico);
vantagens, desvantagens e complicacdes de cada método terapéutico; e acomodacgéo

da prétese ocular (ajuste, motilidade e aparéncia cosmética).

3. RESULTADOS

3.1. Participantes

Este trabalho avaliou um total de 9 artigos com um total de 68 criancas (38 do sexo
masculino e 30 do sexo feminino).'*213141510171819 pagtas 68 criancas, 60% (41

criangas) apresentaram microftalmia congénita™>*>*"*®

11,12,14,16,19

e as restantes 40% (27
criangas) anoftalmia congénita.
Bacskulin 2000, foi realizado na Alemanha, no entanto os autores n&o especificaram
qual a instituicdo responsavel pelo estudo. O estudo compreendeu 4 criangas com
anoftalmia clinica congénita (3 unilaterais direitas e 1 bilateral): 2 do sexo masculino e
2 do sexo feminino. A idade média dos participantes foi de 6 meses (3 — 11 meses).*®
Schittkowski 2006, foi realizado na Alemanha, no entanto os autores n&o

especificaram qual a instituicdo responsavel pelo estudo. O estudo compreendeu 6
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criangcas com microftalmia congénita unilateral (5 direitas e 1 esquerda): 4 do sexo
masculino e 2 do sexo feminino. A idade média dos participantes foi de 12.3 meses (4
— 42 meses).”

Tarantini 2008, foi realizado em Munique, Alemanha, no Departamento de
Oftalmologia da Universidade de Munique (Augenklinik der Ludwig Maximilians-
Universitat). O estudo compreendeu 12 criancas (10 com anoftalmia adquirida e 2 com
anoftalmia congénita). No entanto, para esta revisdo sistemética, em particular, so
incluimos no estudo as 2 criangcas com anoftalmia congénita unilateral (1 esquerda e 1
direita). A idade média dos participantes foi de 11.8 meses (10 — 13.6 meses). Uma
das criancas foi perdida durante o follow-up.**

Tao 2010, foi realizado na Califérnia, Estados Unidos da Ameérica, no entanto os
autores ndo especificaram qual a instituicdo responsavel pelo estudo. O estudo
compreendeu 5 criangas com microftalmia congénita (1 esquerda, 2 direitas, e 2
bilaterais), todos do sexo masculino. A idade média dos participantes foi de 47.3
meses (2,5 — 84 meses).*

Tse 2011, foi realizado no Cairo, Egito, no Departamento de Registos Médicos do
Hospital especializado em Oftalmologia. O estudo compreendeu 9 criangas com
anoftalmia congénita unilateral (5 esquerdas e 4 direitas): 5 do sexo masculino e 4 do
sexo feminino. A idade média dos participantes foi de 42 meses (9 — 108).*2

Hou 2012, foi realizado em Pequim, China, no Hospital Beijing Tongren da
Universidade de Ciéncias Médicas da Capital. O estudo compreendeu 17 criancas
com microftalmia congénita unilateral (4 esquerdas e 13 direitas): 10 do sexo
masculino e 7 do sexo feminino. A idade média dos participantes foi de 48.4 meses (3
-120)."

Hou 2016, foi realizado em Pequim, China, no Hospital Beijing Tongren da
Universidade de Ciéncias Médicas da Capital. O estudo compreendeu 13 criancas
com microftalmia congénita unilateral (4 esquerdas e 9 direitas): 8 do sexo masculino e
5 do sexo feminino. A idade média dos participantes foi de 44 meses (3 —113).'

Morrow 2016, foi realizado na Pensilvania, Estados unidos da América, no entanto
0s autores ndo especificaram qual a instituicdo responséavel pelo estudo. O estudo
compreendeu 2 criangas com anoftalmia clinica congénita unilateral esquerda: 1 do
sexo masculino e 1 do sexo feminino. A idade média dos participantes foi de 26 meses
(4-48)."

Quaranta-Leoni 2016, foi realizado em Roma, Italia, no Hospital Villa Tiberia. O
estudo compreendeu 22 criangas (12 com anoftalmia adquirida e 10 com anoftalmia
clinica congénita unilateral). No entanto, para esta revisdo sistematica, em particular,

s6 incluimos as 10 criancas com anoftalmia congénita (os autores ndo fizeram
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)

referéncia a sua lateralizacédo). A idade média dos participantes foi de 7.6 meses (2 —

11 meses)."

Identificacdo

Selecéo

Inclusao

Referéncias da base Referéncias da base
de dados de dados EMBASE
PubMed/MEDLINE n =131
n=116
| | Artigos
> duplicados
v n =59
Total de artigos apés remogéo de duplicados
n=188
v
Leitura dos titulos, abstracts e Artigos excluidos
de alguns textos completos n=179
Razbes:
— Idade = 18 anos (62);
» — Anoftalmias e/ou microftalmias,
v exclusivamente, adquiridas (19);
Artigos selecionados - Anomallas. 'cr.anlofamals e/ou
n=9 doencas sistémicas (6);
— Condigao/patologia ndo relevante
(63);
— Revisdes de literatura (13);
Pesquisa — Cartas ao editor (4);
secundéria: lista de — Estudos realizados em seres nao
referéncias dos > humanos (7);
artigos selecionados — Presenca apenas de abstracts
n=0 (2);
— Lingua estrangeira (alemédo e
_ francés) (3).
v
Artigos incluidos na
revisdo
n=9
v v
Estudo de casos Estudo de séries
clinicos clinicas
n=1 n=8

Figure 1 Revisdo sistematica sobre reconstrucdo funcional e estética de cavidades
anoftdlmicas em idade pediatrica. Fluxograma de inclusao e exclusdo dos artigos na revisdo

sistematica.
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3.2. Métodos de reconstrucéo da cavidade orbitaria
3.2.1. Tratamento conservador

Nenhum dos 9 artigos incluidos nesta revisdo avaliou um método terapéutico
conservador exclusivo. Contrariamente, o uso de conformadores ocorreu de forma
aleatéria em 5 artigos.""****'*'> Onze em 32 criancas (34.3%) com anoftalmia e
microftalmia congénitas receberam, em alturas prévias aos estudos, conformadores
estaticos com o objetivo de expandir a area de superficie conjuntival (Tabela
1), 1112131415 Destes 11 conformadores, apenas 1 apresentou um SUCESSO POUCO
duradouro.”® O uso de conformadores estaticos ou expansivos ocorreu em 75% das
criancas apoOs estas terem sido submetidas a cirurgia para colocacdo de implantes
orbitarios, nomeadamente, expansores de hidrogel esféricos, expansores orbitarios

integrados (EOI) e enxertos dermo-adiposos aut6logos.***#**

3.2.2. Tratamento cirurgico
Todos os 9 artigos incluidos na revisdo recorreram, essencialmente, a um
tratamento cirdrgico inicial aquando da reconstrucdo orbitaria de cavidades
anoftalmicas e microftdlmicas (Tabela 1). Dois destes nove artigos analisaram a

colocacdo de enxertos dermo-adiposos autélogos™**

e 0s restantes 7 a colocacao de
implantes orbitarios heterdlogos expansiveis, nomeadamente, implantes de silicone (1
artigo),” EOI (1 artigo)’* e expansores de hidrogel altamente hidrofilico (5
artigos).**1>1¢1"18 Estes (ltimos apresentaram-se em trés tipos diferentes de implantes
(esféricos, hemisféricos e injetaveis).'®!10-1718

Todos os implantes orbitarios, primarios e secundarios, tiveram como objetivo
expandir a cavidade orbitaria aumentando o seu volume, com excec¢do do implante de
hidrogel do tipo hemisférico, o qual foi utilizado com o Unico propdsito de expandir
apenas a area de superficie conjuntival.'®"*® Este tipo de implante (hemisférico) foi
usado em 3 estudos, sob um numero total de 12 criancas portadoras de sacos
conjuntivais muito pequenos.'®!"*® Trés destas 12 criancas, para além da expanséo
hemisférica conjuntival, receberam também implantes orbitarios de hidrogel do tipo

esférico com o objetivo de expandir, concomitantemente, a Orbita 6ssea.'”’® A

enucleacéo foi realizada em trés'® das 41 criangcas com microftalmia congénita®>*>+"12

e em duas™ das 16 criangcas com anoftalmia clinica congénita.***°*°
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Tabela 1. Identificacdo dos estudos incluidos na revisdo sistematica

Autor & Ano & Local Diagnéstico | N°doentes | ldade (meses) | Seguimento (meses) Tipo de implante Tratamentos prévios
Morrow et al., 2016. , . o
o Anoftalmia 2 26 (4-48) 18 Implantes de silicone expansiveis Nenhum
Pensilvania (EUA)
- Conformador (4 doentes);
Quaranta-Leoni et al., , , 3 - Expansores de hidrogel esféricos
- Anoftalmia 10 7.6 (2-11) 45.6 (30 — 96) Enxertos dermo-adiposos autélogos .
2016. Roma (ltalia) (2 doentes), injetaveis (2 doentes),
hemisféricos (4 doentes)
Hou et al., 2016. . . Expansores de hidrogel (esférico,
) ] Microftalmia 13 44 (3-113) > 36 Lo e Nenhum
Pequim (China) hemisférico e injetavel)
Hou et al., 2012. i ) Expansores de hidrogel (esférico,
, , Microftalmia 17 48.4 (3-120) 21.8 (16 - 34) . L, Nenhum
Pequim (China) hemisférico e injetavel)
Tse et al., 2011. ] L - Conformadores (3 doentes)
] ) Anoftalmia 9 42 (9 - 108) 18.9 (4 - 26) Expansores orbitarios integrados -
Cairo (Egito) - Implante de acrilico (5 doentes)
- Conformador (1 doente);
- Implantes estaticos de silicone
Tao et al., 2010. i ) i . (1 doente) e de ouro (1 doente);
L Microftalmia 5 47.3 (2.5-84) NA Expansores de hidrogel esféricos . i
Califérnia (EUA) - Baldo expansivel (1 doente);
- Expansor de hidrogel hemisférico
(1 doente)
Tarantini et al., 2008. . 78 (uma perdida ap6s ) i}
) Anoftalmia 2 11.8 (10 — 13.6) Enxertos dermo-adiposos autélogos | - Conformador (1 doente)
Munigue (Alemanha) 2 meses)
Schittkowski et al., 2006. . , . S
Microftalmia 6 12.3 (4 -42) 9.7(5-17) Expansores de hidrogel injetaveis - Conformador (2 doentes)
(Alemanha)
Bacskulin et al., 2000. ] ) o
Anoftalmia 4 6 (3-11) 2 Expansores de hidrogel hemisféricos Nenhum
(Alemanha)

NA: Nao aplicavel.
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3.3. Alteracfes da cavidade orbitaria
3.3.1. Expansao palpebral
3.3.1.1. Comprimento horizontal da fenda palpebral

O comprimento horizontal da fenda palpebral do olho afetado e a relacdo média
deste olho para com o contralateral (racio olho afetado/olho contralateral - RAC) foram
avaliados em 3 artigos, nomeadamente apés a colocagédo de enxertos dermo-adiposos
(criancas com anoftalmia clinica) e de expansores orbitarios de hidrogel altamente
hidrofilico (criancas com anoftalmia clinica e microftalmia).*****’

Oito de 10 criancas com anoftalmia congénita (idades entre 2 e 11 anos),
submetidas a enxertos dermo-adiposos, primarios e secundarios, apresentaram um
aumento médio do comprimento horizontal da fenda palpebral de 24.3% e 22%,
respetivamente, 3.8 anos apoés cirurgia (2 criancas ndo foram contabilizadas dado o
seu seguimento pds-operatorio ter sido inferior a 18 meses).!* Quatro criangcas com
anoftalmia congénita (idades entre 3 e 11 meses), submetidas a expansores de
hidrogel hemisféricos, apresentaram, dois meses apds cirurgia, um aumento médio do
comprimento horizontal da fenda palpebral de 7.6 mm (RAC de 59.9% para 78.0%),
com um aumento médio do didmetro do expansor de 9.1 mm.*®

Dezassete criancas com microftalmia congénita, submetidas a expansores de
hidrogel injetaveis, hemisféricos e/ou esféricos (idades entre 3 e 120 meses),
apresentaram um aumento médio do comprimento horizontal da fenda palpebral de
4,4 mm (RAC médio de 71.3% para 85.4%), 1 ano apds cirurgia.'’ Observamos ainda,
uma diferenga ndo significativa entre as 4 criangas com idade inferior ou igual a 12
anos e as restantes treze com idade superior a 12 (RAC médio de 64,7 para 80,5% e
de 73,3% para 86,8%, respetivamente) (um valor de P < 0.05 foi considerado

estatisticamente significativo).'’

3.3.1.2. Abertura da Fenda Palpebral
A abertura da fenda palpebral foi analisada em apenas 1 artigo relativo a enxertos
dermo-adiposos, primarios e secundarios.’* Este parametro foi avaliado com base na
diferenca entre a altura da abertura palpebral do olho anoftdlmico e a do olho
contralateral ndo afetado.'* Esta diferenca foi, em média, de -0.5 mm nas 4 criancas
com enxertos dermo-adiposos primarios e de -1 mm nas 6 criangas com enxertos
dermo-adiposos secundarios (2 criancas nao foram contabilizadas dado o seguimento

pos-operatorio ter sido inferior a 18 meses).™*
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3.3.2. Expansao orbitaria
O aumento das dimensdes e/ou do volume orbitario de ambas as Orbitas (afetada e

1215171819 15dos com o auxilio de

contralateral), foi analisado em 5 artigos (Tabela 2),
exames de imagem (ecografia, tomografia computorizada com ou sem reconstru¢ao
tridimensional e/ou ressonancia magnética). Em alguns destes artigos calculou-se
também o RAC médio do volume orbitario. Os implantes orbitarios usados foram:
implantes de silicone expansiveis, EOI e expansores de hidrogel esféricos,

hemisféricos e injetaveis.'#!*17"1819

3.3.2.1. Implantes orbitarios de silicone expansiveis

O volume de enchimento do implante de silicone expansivel e as dimensdes de
ambas as Orbitas (largura, altura e profundidade), antes e depois da cirurgia, foram
avaliados e comparados entre 2 criangas com anoftalmia clinica com idades dispares
(uma de 4 meses e outra de 4 anos).'® Ambas foram seguidas através de tomografia
computorizada (TC), durante um periodo de 18 meses.*®

O volume de enchimento do implante aumentou 8.95 mL (de 1 para 9,95 mL) na
crianca de 4 meses e 2.95 mL (de 4 para 6,95 mL) na de 4 anos.” As alteracfes na
largura, altura e profundidade da 6rbita afetada foram de 4 mm, 6.5 mm, e 3.5 mm na
crianga de 4 meses, e 0.1 mm, -0.8 mm, e 2.1 mm na de 4 anos, respetivamente. No
olho contralateral, estas mesmas alteracdes foram de 2.2 mm, 4.4 mm e 6 mm na

crianca de 4 meses, e de 0.1, 0.7 e 1.6 mm na de 4 anos, respetivamente.™

3.3.2.2. Expansores orbitarios de hidrogel

A expansdo orbitaria através de expansores de hidrogel foi avaliada em 3
artigos.”™*"'®* Em Hou 2012, observdmos que a andlise da expansdo orbitaria foi
realizada apenas em 7 de um total de dezassete criangas com microftalmia, com um
tempo de seguimento com TC com reconstrucao tridimensional (TC-3D) de 12 meses.
O aumento médio do volume da érbita afetada foi de 2.39 mL (de 12.19 para 14.58
mL) com um aumento do RAC médio de 74.7% para 83,5%. Uma destas 7 criancas foi
submetida apenas a expanséo conjuntival (expansor hemisférico), apresentando um
aumento do volume orbitario de 2.23 mL (de 7.83 para 10.06 mL), com um aumento do
RAC de 63.7% para 68,8%."" A crianca submetida a 2 expansores (hemisférico
seguido de expansor esférico) apresentou um aumento do volume da érbita afetada de
2.28 mL (de 7.79 para 10.07 mL) com um aumento do RAC de 52.3% para 62.7%."®

Em Hou 2016, todas as 13 criancas pertencentes ao estudo foram analisadas em
relacéio & expansao orbitaria, com um tempo de seguimento com TC-3D de 3 anos."*®

O aumento médio do volume da 6rbita afetada apdés um, dois, e trés anos foi de 2.49
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mL (de 13.66 para 16.15 mL), 4.1 mL (de 13.66 para 17.76 mL) e 4.3 mL (de 13.66
para 17.96 mL), respetivamente, com um aumento do RAC médio de 79.3% para
89.8% (P < 0.001), trés anos ap6s a cirurgia.'® A reducéo da diferenca entre o volume
de ambas as o6rbitas foi significativa (de 3.52 para 2,04 mL) (P = 0,001)."® O RAC
médio da largura da Orbita também aumentou significativamente (de 88,8% para
91.8%) (P=0,003)."® As Unicas 2 criangas submetidas, exclusivamente, a expans&o
conjuntival apresentaram um aumento médio do volume da 6rbita afetada de 2.5 mL
(de 8.1 para 10.6 mL), com um aumento do RAC médio de 58.3% para 61.2%.'® A
Unica crianca submetida a 2 expansores (expansor hemisférico seguido de expansor
esférico) apresentou um aumento do volume da 6rbita afetada de 5.17 mL (de 7.94
para 13.11 mL), com um aumento do RAC de 67.7% para 87.4%."8

Ainda em Hou 2016, foi realizada uma comparagdo do RAC do volume orbitario entre
6 criancas com idade igual ou inferior a cinco anos e outras 4 criangas com idade
superior a 5 anos, tendo 0 RAC médio aumentado de 78.8% para 89.1% e de 80.5%
para 90.8%, respetivamente.®

Em Schittkowski 2006, cinco em seis criangas com microftalmia, submetidas a
expansores de hidrogel injetdveis e seguidas através de ressonancia magnética
(RMN) e ecografia, apresentaram uma expansdo maxima do expansor dois dias apos
a cirurgia, com uma expansdo média de 2.6 mL (o equivalente a, aproximadamente,
10 expansores injetaveis).”® A sexta crianca teve necessidade de uma segunda
injegdo por nao ter sido inicialmente injetado o volume que havia sido previamente

calculado.®

3.3.2.3. Expansores orbitarios integrados

A avaliagdo da expansdo orbitaria associada aos EOI foi realizada em apenas 1
artigo,** com um total de 9 criancas com anoftalmia. O tempo de seguimento médio
com TC-3D foi de 25 meses. O aumento médio do volume da 6rbita afetada foi de 5.11
mL (de 7.32 para 12.43 mL), com um aumento do RAC médio de 55% para 84% (P <
0.001). A diferenga entre o volume de ambas as oOrbitas diminuiu significativamente de
5.84 para 2.53 mL (P=0.003). A TC-3D demonstrou, em todos os doentes, uma
projec@o do rebordo anterior lateral da orbita afetada para a frente, criando um plano

palpebral horizontal alinhado com o do lado contralateral.'?

Observamos ainda que a
criangca com o maior aumento de volume orbitario foi a segunda crianga mais velha do
estudo (8.6 anos), apos colocacédo de um EOI primario. Esta mostrou um aumento do
volume de 10.37 mL (de 3.88 para 14.25 mL) apos 26 meses de seguimento,
diminuindo assim a diferenca de volume entre ambas as Orbitas de 6.36 para 2.25

mL.*? A crianca mais velha (9 anos de idade), submetida a um EOI secundério,
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também apresentou um aumento do volume orbitdrio com uma notavel reducdo da
diferenca de volume entre ambas as 6rbitas (de 4.47 para 1.94 mL).*

Observamos também que uma das nove criangas atingiu um RAC final do volume
orbitario de 99% apds 26 meses de seguimento (volume final de 15.03 mL para a
orbita afetada e 15.12 mL para a Orbita contralateral), sem necessidade de segunda
injecdo de solucdo salina, passando de imediato para a colocacdo de um implante

definitivo.?

3.3.3. Acomodacdo da protese ocular a cavidade orbitaria
Embora tenhamos lido em 8 dos nove artigos presentes na revisdo que todas as
criancas colocaram, eventualmente, proteses oculares com sucesso ap6s colocacao

dos respetivos implantes orbitarios,*"213141%.16.18

apenas 3 artigos (Quaranta-Leoni
2016, Tarantini 2008 e Hou 2012) objetivaram os seus efeitos na cavidade orbitaria,

quer funcionais como estéticos.'****" Os parametros avaliados mais importantes

11,14 11,14,17

foram: ajuste, retencéo e motilidade da prétese ocular e aparéncia cosmética.

O ajuste, a motilidade, e a aparéncia cosmética foram avaliados de igual forma em
todas as criancas submetidas a enxertos dermo-adiposos autblogos.'*'* Estas
avaliacdes foram realizadas pelos cirurgiées através de uma escala qualitativa (desde
pobre a moderada, satisfatéria ou muito satisfatéria), exceto na aparéncia cosmética
onde a avaliac&o foi feita tanto pelos pais das criancas como pelos cirurgides.'****" De
um total de 12 criancas submetidas a enxertos dermo-adiposos primarios (6

1114 o secundérios (6 criancas),’* a motilidade da prétese ocular foi 0 Gnico

criancgas)
parametro que apresentou resultados mais baixos (80% e 100% com pobre motilidade,
respetivamente).’** O ajuste da prétese ocular e a aparéncia cosmética apresentaram
resultados satisfatorios."™** As 17 criancas submetidas a expansores orbitarios de
hidrogel (esféricos, hemisféricos e injetaveis) conseguiram reter a prétese ocular e

apresentaram um resultado cosmético satisfatorio."’

20



Tabela 2: Volume orbitario antes e depois da colocacdo de implantes orbitarios

Volume orbitario pré-cirurgia Volume orbitario pés-cirurgia
) ) (valor médio) (valor médio)
i o N° Tipo de Seguimento Exame de . . . .
Autor & Ano | Diagndéstico ) Orbita Orbita Orbita Orbita
doentes implante (meses) Imagem RAC RAC
afetada | contralateral afetada | contralateral
(%) (%)
(mL) (mL) (mL) (mL)
Morrow et al., . Silicone
Anoftalmia 2 o 18 TC NA NA NA NA NA NA
2016 expansiveis
Expansores de
hidrogel
Hou et al., . . -
2016 Microftalmia 13 (esférico, > 36 TC-3D 13.66 17.17 79.3 17.96 20.00 89.8
hemisférico e
injetavel)
Expansores de
hidrogel
Hou et al., ) ) -
2012 Microftalmia 17 (esférico, 21.8 (16 - 34) TC-3D 12.19 16.17 74.7 14.58 17.33 83.5
hemisférico e
injetavel)
Expansores
Tse et al., ) o
2011 Anoftalmia 9 orbitarios 18.9 (4 - 26) TC-3D 7.32 13.16 55 12.43 14.96 84
integrados
) ) Expansores de )
Schittkowski ) ) ) Ecografia e
Microftalmia 6 hidrogel 9.7(5-17) NA NA NA NA NA NA
et al., 2006 R RMN
injetaveis

*RAC: racio médio olho afetado/olho contralateral.

NA: nédo aplicavel.

21




3.4. Complicacdes Terapéuticas
As complicagbes associadas aos implantes orbitérios foram avaliadas em 8 artigos
(55 criancas), tendo sido identificados 7 tipos de complicacbes (Tabela

3),11121314151617.19 com yma taxa total de 34.5% (19 criancas).

3.4.1. Expansores orbitarios de hidrogel
O uso de expansores orbitarios de hidrogel (hemisféricos, esféricos e injetaveis),
primarios e secundarios, foi observado em 5 artigos, num total de 45 criancas (4 com
anoftalmia e as restantes 41 com microftalmia).***>%*"*8 No entanto, apenas 4 destes
cinco estudos (32 criancas) avaliaram as eventuais complicacdes associadas a este
tipo de implante orbitario. A taxa total de complicacbes foi de 34.3% (11 em 32

criancas).**>1617

3.4.1.1. Tipo hemisférico

13,16,17 niao se

Das 10 criancas submetidas a expansores hemisféricos primarios
observaram quaisquer complicacbes, a excecao de uma crianca de 8 meses que

removeu o seu proprio expansor duas semanas apoés este ter sido colocado.’

3.4.1.2. Tipo esférico
A taxa de complicagbes associadas a este tipo de implante foi de 35.3% (6 em
dezassete criangas)."*!’ Das 14 criancas submetidas a expansores orbitarios
primérios, 3 doentes (21.4%) apresentaram migrac&o inferior (1 doente)’ e migracéo
infero-lateral (2 doentes).’® Nas restantes 3 criancas, submetidas a expansores

.23 A razdo

orbitarios secundarios, todas (100%) apresentaram migragéo infero-latera
para a colocagdo destes trés expansores esféricos secundéarios foi a presencga de

hipoplasia 6ssea orbitaria apos colocacdo de outros implantes primarios (Tabela 1).*

3.4.1.3. Tipo injetavel
Das 8 criancas submetidas a expansores injetaveis primarios,*!’ 50% necessitou
de terapéutica farmacoldgica analgésica (paracetamol em supositério) apds cirurgia (1
doente tomou um paracetamol, 1 id, durante 3 dias, enquanto os outros 3 doentes

tomaram um paracetamol apenas ao final do primeiro dia da cirurgia).™
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Tabela 3: Complicagdes ap0s colocacdo de implantes orbitarios primarios e secundarios

Complicacdes
N° total de N° de doentes

Tipo de implante | o Implantes
implantes afetados Implantes primarios .
secundarios
Enxerto dermo- Contragdo do saco . o
) . 12 2 o Migracéo inferior
adiposo autdlogo conjuntival
Expansor de
hidrogel:
- Hemisférico 10 1 Remocéao do expansor -
- Esférico 17 6 Migracéo infero-lateral Migracéao infero-lateral
- Injetavel 8 6 Dor orbitaria p6s-cirirgica -
Implante de
silicone 2 0 - -
expansivel
Expansor de . Puncéo iatrogénica do
) o Falha na acomodacéo do .
tecido orbitario 9 4 . globo de silicone;
_ implante
integrado Fuga

3.4.2. Expansores orbitarios integrados

Os EOI primérios e secundarios, usados em 9 criangas com anoftalmia congénita,
apresentaram trés complicagbes associadas, com uma taxa total de 44.4% (4
criancas).” No entanto, todas elas foram facilmente resolvidas durante o estudo.*?

A primeira complicagdo ocorreu numa crianga durante a colocagdo do implante,
onde se observou uma falha na acomodacao deste dentro da 6rbita, ou seja, a érbita
hipoplasica ndo tinha espaco suficiente para acomodar 3 cm® de expansdo do
implante, fazendo com que parte deste (placa de titdnio em forma de T) se projetasse
contra a conjuntiva.*?

As outras duas complicagbes foram observadas alguns meses apds a colocagao
dos EOI.* Duas criangas sofreram puncéo iatrogénica do globo de silicone durante o
segundo enchimento do expansor, enquanto 1 crianga apresentou uma fuga no globo

de silicone, confirmada por TC de seguimento.*?

3.4.3. Enxertos dermo adiposos
Os enxertos dermo-adiposos, primarios e secundarios, apresentaram uma taxa total
de complicacdes associadas de 16.6% (2 em 12 criancas).""** Uma em 6 criancas
apresentou uma ligeira contragdo do saco conjuntival apos colocacdo de um enxerto
dermo-adiposo primério, ndo tendo, no entanto, necessitado de cirurgia adicional de

correcdo.' Das 6 criancas submetidas a enxertos secundarios, uma apresentou uma
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ligeira migracéo inferior do implante, encontrando-se este no mesmo local onde havia
sido encontrado o implante primario apos ter sofrido também migragéo inferior (Tabela
1) 11

4. DISCUSSAO

4.1. Eficacia funcional e estética

Esta revisdo sistematica teve como objetivo analisar os métodos terapéuticos
atualmente utilizados na prética clinica na reconstrucdo de cavidades anoftalmicas e
microftalmicas congénitas em idade pediatrica. Embora o método terapéutico
conservador seja um método simples e minimamente invasivo, tem a desvantagem de
ser um processo demorado com necessidade de trocas frequentes de conformadores
progressivamente maiores ao longo do crescimento da crianca."> Com base nos
resultados deste trabalho, observamos que a maior parte das criangas submetidas a
expansao primaria conjuntival e/ou orbitaria recebeu implantes orbitarios expansiveis
em vez de conformadores (Tabela 1), sugerindo que o método terapéutico mais
utilizado atualmente na reabilitacéo orbitaria € o método cirargico através da colocacao
de implantes orbitarios com ou sem enucleacéo prévia,'*'#13141216.17.18.19
Os vérios tipos de implantes orbitarios tém como objetivo expandir a Orbita e os

tecidos peri-orbitarios,*®

no entanto, segundo Mazzoli e seus associados, para um
implante ser considerado ideal este deverd apresentar algumas caracteristicas,
nomeadamente a capacidade de se expandir dentro da cavidade orbitaria.’® Os
implantes estéticos, contrariamente, ndo possuem esta capacidade, comprometendo
assim a estimulacdo do crescimento da 6rbita e tecidos peri-orbitarios.”> Com este
trabalho, observamos ndo s6 uma reducdo do uso de conformadores como método
inicial na reconstrugdo orbitaria, como também uma redugdo no uso de implantes
orbitarios estaticos. Este trabalho mostra-nos que os implantes orbitarios atualmente
utilizados na pratica clinica em criangcas com anoftalmia e microftalmia congénitas sao:
implantes de silicone expansiveis; expansores de hidrogel; expansores orbitarios
integrados; e enxertos dermo-adiposos autdlogos.ttt#1314.1516.17.18.19

O volume orbitario e a expansao conjuntival sdo parametros que podem ser usados
para avaliar a eficacia do tratamento, quer funcional como estética.’’” Os expansores
de hidrogel, compostos por metil metacrilato e n-vinilpirrolidona e com uma capacidade
de expansdo de um estado desidratado para um hidratado de até 12 vezes o seu
volume inicial aquando da presenca de &gua,®® tém a vantagem de serem
autoexpansiveis,*® contrariamente aos EOI e implantes de silicone que necessitam de
injecdes locais de volume seriadas ao longo do tempo.'*'® Esta capacidade

autoexpansivel foi confirmada num dos artigos onde os expansores de hidrogel
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atingiram uma expans&o completa dois dias apds cirurgia.'® Este tipo de expansor tem
ainda a vantagem de ser relativamente pequeno no seu estado inicial desidratado (8
mm de comprimento com 2 mm de diametro) fazendo com que o seu método de

introduc&o dentro da 6rbita seja minimamente invasivo.*>*

Contudo, a medida que os expansores de hidrogel atingem o seu equilibrio
osmético, as forcas de expansdo diminuem significativamente, cessando a
estimulacdo da 6rbita 6ssea.™*® Isto vai de encontro ao observado neste trabalho, pois
as criancas submetidas a expansores de hidrogel com tempos de seguimento mais
prolongados (superior a 3 anos), apresentaram um desenvolvimento do volume da
orbita microftalmica superior e mais acelerado nos primeiros dois anos apdés cirurgia,
relativamente ao terceiro ano.'® Isto confirma a necessidade de recorrer, por vezes, a
expansdes futuras com implantes orbitarios maiores.**®

Ao longo deste trabalho, observamos também uma limitacdo no crescimento da
Orbita afetada nas criancas submetidas exclusivamente a expans&o conjuntival,'’
quando comparadas com as submetidas a expansores hemisféricos seguidos de
esféricos.'”'® Isto comprova a necessidade de colocacdo de um segundo implante
intra-orbitario de modo a expandir, ndo s6 a conjuntiva como também a orbita 6ssea,

principalmente em anoftalmias ou microftalmias mais severas.™*?

Segundo Tse, responsavel pelo desenvolvimento dos EOI,?

este tipo de implante foi
desenvolvido com o objetivo de reduzir o nUmero de intervenc¢des cirdrgicas ja que se
consegue, através de injecdes seriadas, ir aumentando o volume do préprio implante,
tentando assim colmatar algumas das limitacbes presentes noutros implantes
orbitarios mais convencionais, nomeadamente os implantes estaticos esféricos e os

expansores de hidrogel."?

Uma das grandes vantagens deste tipo de implante é a
capacidade de estimular eficazmente o crescimento da 6rbita 6ssea através de uma
forca uniforme e sustentada sobre o esqueleto craniofacial, evitando assim a
necessidade de muitas trocas seriadas de implantes.”> Com os resultados deste
trabalho, observdmos que, de facto, uma das criangas apresentou um volume orbitério
final do olho afetado muito semelhante ao do olho contralateral (RAC final de 99%) e
portanto, alcancou em apenas 26 meses de seguimento e apds a colocagéo de 1 Unico
implante, o volume orbitério suficiente e necessério para se proceder & implantagéo de
um implante orbitario definitivo.*?

Concluimos também, que todas as 9 criangcas submetidas a EOI primarios e
secundarios apresentaram, ndo s6é um aumento significativo do volume da 6érbita
anoftalmica, como também uma diminuicdo da diferenca entre o volume de ambas as
Orbitas, alcangando assim uma melhor simetria facial, melhor confirmada através de

TAC-3D.* Isto leva-nos a acreditar que os EOIl para além de serem eficazes na

25



expansao da cavidade orbitéria, a eficicia entre os EOI primarios e secundarios
parece ser semelhante.
Os implantes de silicone expansiveis, embora necessitem de expansfes seriadas

ao longo do tempo,***°

tanto eles como os EOI foram fixados a parede lateral da 6rbita
6ssea durante a sua expansdo, contrariamente aos restantes implantes.**® Um dos
objetivos desta abordagem cirlrgica é evitar a migracdo do implante dentro da
cavidade orbitaria permitindo um processo de expansao mais controlado ao longo das
sucessivas expansoes.’® Tendo em conta as complicaces observadas ao longo deste
trabalho (Tabela 3), estes dois tipos de implantes parecem ter vantagem sobre o0s
restantes pois foram os Gnicos que se expandiram sem sofrer descentralizagéo.***

Os enxertos dermo-adiposos, ao contrario dos restantes implantes acima
mencionados, tém a capacidade de crescer & medida que a crianca também cresce.™
Este crescimento deve-se a sua propria composi¢éo, onde acoplado a componente de
gordura existe uma porgcdo de pele (derme) responsavel por fornecer um suporte
vascular a todo o implante.” Com base nos resultados obtidos relativamente ao
aumento da fenda palpebral e pela maneira como estes enxertos dermo-adiposos
foram utilizados, confirma-se que este tipo de implante é Util e eficaz ndo s6 como
implante priméario no tratamento de anoftalmias congénitas e areas conjuntivais muito

reduzidas,>®4

como também como implante secundario apdés complicacoes,
nomeadamente migracdo ou remogao."**** Em relacéo a eficacia entre os enxertos
dermo-adiposos primarios e secundarios, ndo parece existir uma grande diferenca
entre ambos, pois 0 aumento médio do comprimento horizontal da fenda palpebral,
guer com enxertos primarios como com secundarios, foi muito semelhante (24.3% e
22%, respetivamente).™

Como os enxertos dermo-adiposos sdo compostos por material aut6logo, o risco de
rejeicdo ou migracdo é menor do que nos implantes orbitarios artificiais.’ Isto vai ao
encontro do observado neste trabalho: o nimero de migracdes foi superior nos
implantes de hidrogel relativamente aos enxertos dermo-adiposos (Tabela 3).*****" No
entanto, a motilidade da prétese ocular externa foi pobre na maioria dos casos
submetidos a enxertos dermo-adiposos.™* Esta pobre motilidade leva-nos a pensar no
objetivo final de uma reabilitacdo orbitaria, ou seja, conseguir que a crianga usufrua
futuramente de uma prétese ocular,’’ e portanto, futuros estudos poderdo ser
necessarios de modo a compreender melhor a sua relagdo com as préteses oculares.

Embora o mencionado acima nos possa fazer pensar que 0s expansores orbitarios
de hidrogel sdo os implantes menos eficazes na reconstrucdo de cavidades
anoftalmicas, a verdade é que também observamos que no final de cada seguimento,

ambos os expansores, expansores de hidrogel e EOI, apresentaram um RAC médio
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final muito semelhante (RAC final de 84% nos EOI e de 83.5 e 89.8% nos expansores
de hidrogel).***"!8 |sto faz-nos acreditar que a escolha do melhor implante ndo pode
ser feita apenas com base nas caracteristicas e vantagens de cada implante, mas
também através de uma boa observacdo do doente de modo a avaliar o estado e o
tamanho da cavidade orbitéria.

4.1.1. Influéncia da idade no crescimento orbitario
Neste trabalho, observamos que mesmo as crian¢as com mais idade foram capazes

de responder & estimulacdo induzida pelos implantes orbitarios,***"®

pois a segunda
crianca mais velha submetida a um EOI primario (8.6 anos) foi a que obteve um maior
aumento de volume orbitéario.'> Segundo Tse e seus associados, até se atingir a idade
de cessacgdo do crescimento orbitario geneticamente programada (11 anos no sexo
feminino e, aproximadamente, 15 anos do sexo masculino®) é possivel tratar qualquer
crianca com anoftalmia ou microftalmia congénitas.™ Isto foi corroborado de igual
forma pelas criangas submetidas a expansores de hidrogel, onde quer o aumento
médio do comprimento horizontal da fenda palpebral (RAC médio de 64,7 para 80,5%
e de 73,3% para 86,8%),"” como o aumento médio do volume orbitario (RAC médio de
78.8% para 89.1% e de 80.5% para 90.8%)'® ndo apresentaram diferencas
significativas entre os 2 grupos de criancas com idades abaixo e acima dos 12 e dos 5
anos, respetivamente.*’*®

No entanto, os crescimentos da Orbita e dos tecidos moles parecem ser mais

acelerados quanto mais nova for a crianca aquando da reconstrucéo orbitaria,***°

pois
as 4 criancas mais novas (idades entre 9 e 13 meses) submetidas a EOI primérios ou
secundarios, apresentaram um aumento do volume orbitario semelhante as restantes
criangas mas num espaco de tempo mais curto (cerca de 13.6 meses)."” O mesmo se
observou nas criangas submetidas a expansores de silicone expansiveis, pois a
crianca mais velha (com 4 anos de idade) apresentou, relativamente a de 4 meses, um
crescimento minimo de ambas as 6rbitas em volume, altura, largura e profundida e,
concomitantemente, um maior desconforto e menor tolerancia & expanséo orbitaria.*®
Estes achados corroboram estudos prévios onde o crescimento orbitario parece atingir
0s 70% aos 4 anos de idade e os 90% aos 7.***®> Segundo Morrow e seus associados,
0 processo de sinostose das suturas orbitarias inicia-se por volta da primeira
infancia,™ levando-nos a confirmar que a estimula¢do da expans&o orbitaria devera
ser iniciada o mais precocemente possivel de modo a alcangcar um bom crescimento e

simetria orbitaria 6sseas.
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4.2. Complicacdes associadas aos diferentes métodos terapéuticos

De todas as complicacbes presentes, a complicacdo mais discutida foi a migracao
do implante orbitario."***'” Com este trabalho, observamos que o movimento
apresentado pelos implantes foi muito semelhante entre eles (movimento inferior e

infero-lateral).***

Segundo Tao e seus associados, a razdo para esta
descentralizagdo deve-se a juncdo de varios fatores, nomeadamente, a presenca de
forcas gravitacionais, a geometria da Orbita, a rapida expansao do implante, e a via de
acesso cirargico escolhido para colocacdo do implante (via transconjuntival lateral),
fazendo com que este se direcione para o local de menor resisténcia.™® Para o autor, a
criacdo de um implante orbitario de hidrogel com uma capacidade de expansdo menos
réapida poderd, eventualmente, melhorar a sua posicdo dentro da cavidade orbitaria.™®
No entanto, a prépria capacidade de autoexpansao dos expansores de hidrogel, faz
com que nem sempre se consiga obter uma pressao uniforme sobre a 6Orbita 6ssea em
todas as dire¢des, aumentando assim a probabilidade de migragéo do implante.**?

Outra justificacdo para a descentralizacdo do implante orbitario poderéa ser a néo
enucleacéo prévia."® Segundo Tao e seus associados, a permanéncia do globo ocular
remanescente e do nervo Optico poderdo servir como impedimento para a
centralizacdo dos implantes.’® Neste trabalho, observamos que uma das criancas com
microftalmia congénita, que havia sofrido migracdo de um expansor orbitario de
hidrogel primario, apresentou um segundo implante (implante orbitario de silicone
expansivel) centrado apds ter sido submetida a enucleacdo.™ No entanto, o contrario
também se verificou, ou seja, as 3 criancas submetidas a enucleacdo aquando da
colocacdo de expansores de hidrogel primarios sofreram de igual modo migracéo
infero-lateral do implante."®> Embora os implantes usados n&o tenham sido todos
iguais, estes resultados contraditérios levam-nos a questionar acerca do potencial
beneficio da enucleagéo antes da colocag¢do de um implante orbitario.

Contudo, h& que ter em atengdo que a enucleacdo realizada na infancia pode
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comprometer o crescimento da oOrbita éssea™ ' e que, quanto mais cedo se realizar a

enucleacdo maior a redugdo do crescimento orbitério, especialmente se ndo se
proceder a colocacdo de nenhum implante.” Schittkowski e seus associados,
acreditam que a presenca do olho microftdlmico dentro da orbita pode até ter uma
maior eficacia na estimulagdo do crescimento orbitario do que o préprio implante
artificial.™®

Os enxertos dermo-adiposos estdo associados a complicacbes mais raras,
nomeadamente formacdo de granulomas ou quistos, ulceracdo central do enxerto e
atrofia ou crescimento exagerado.'*! Contrariamente & tendéncia do enxerto em se

atrofiar nos adultos, nas criancas ele parece ter uma capacidade de crescimento a
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medida que a crianca também cresce.™ Isto foi provado neste estudo, pois a maioria
das criangas submetidas a este tipo de implante apresentou uma aparéncia cosmética
satisfatéria e um aumento do comprimento e da abertura da fenda palpebral."*** No
entanto, para se colher o enxerto € necessario proceder a um segundo tempo
cirrgico, normalmente na regido nadegueira, apresentando assim risco de infecéo e

de formacao de cicatriz.'*

4.3. Limitacdes

Como a anoftalmia e a microftalmia congénitas sdo condi¢cdes muito raras, torna-se
dificil realizar estudos com um numero elevado de doentes. Todos os 9 artigos
incluidos nesta revisdo basearam-se apenas em estudos observacionais néo

11,12,13,14,15,16,17,18,19 com um nivel 4 de

comparativos de casos e de séries clinicas,
evidéncia com base na Classificacéo de Oxford Centre for Evidence-Based Medicine.?
Isto fez com que a capacidade de comparacdo entre os diferentes métodos
terapéuticos utilizados, nomeadamente os implantes orbitarios, fosse muito limitada.
Para além disso, embora todas as criancas incluidas no estudo tenham demonstrado
um aumento das cavidades orbitarias (& excecdo da crianca perdida durante o

SegUimentO),11'12'13'14’15'16'17'18'19

apenas 3 artigos realizaram uma analise estatistica
através do teste t de modo a validarem os resultados obtidos.'*"*® Ainda dentro
destas 3 andlises estatisticas, uma delas'’ foi realizada com apenas 7 de um total de
dezassete criangas.

Ao longo da pesquisa bibliografica para a realizacdo da revisdo sistematica
observamos também que grande parte dos artigos publicados entre 2000 e 2018, além
de estudar criancas com anoftalmia e/ou microftalmia congénitas, também estudou,
em simultdneo, criancas com anoftalmias adquiridas, ficando automaticamente
excluida da revisdo aquando da impossibilidade em discriminar ambas as condigfes.
O mesmo aconteceu em relacéo as idades das populagbes em estudo, pois embora
tenhamos encontrado varios estudos sobre 0 uso de implantes orbitarios ao longo da
pesquisa, a sua maioria nao se focou exclusivamente em idades pediatricas.

Perante estas limitagdes e dado o baixo nivel de evidéncia dos estudos incluidos,
acreditamos que € muito importante realizar mais estudos, de preferéncia
comparativos, sobre anoftalmias e microftalmias congénitas, com amostras
populacionais maiores e com tempos de seguimento mais longos. SO assim
poderiamos afirmar, baseado em estudos com alta qualidade, qual o método
terapéutico mais fortemente eficaz, quer a nivel funcional como estético, como
também conseguiriamos avaliar e identificar possiveis complicacdes que possam

ocorrer a longo-prazo.
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5. CONCLUSAO

Esta revisdo sistematica identificou 9 estudos publicados entre 2000 e finais de
2018, os quais descreveram as diferentes abordagens terapéuticas atualmente
utilizadas na reconstrugdo de cavidades anoftalmicas e microftdlmicas congénitas em
idade pediatrica. Com este trabalho conclui-se que a abordagem cirargica €, hoje em
dia, na sua maioria, a abordagem terapéutica preferencial nas expansdes conjuntival e
orbitaria, sendo o0s implantes orbitarios expansiveis ou com capacidade de
crescimento os preferiveis. No entanto, as expansfes orbitaria e conjuntival devem ser
iniciadas o mais precocemente possivel de modo a atingir um crescimento orbitario
mais eficaz e, consequentemente, uma boa aparéncia cosmética.

Qualquer um dos implantes mostrou ser eficaz e seguro, com baixas taxas de
complicacbes a curto prazo. A migragcdo do implante foi a complicacdo mais
frequentemente observada, e por isso podera ser (til para os cirurgibes estuda-la de
modo a compreender melhor a sua origem e o potencial beneficio da enucleacéo
neste tipo de complicagdes.

Em suma, ainda ndo ha evidéncias suficientes para se poder chegar a uma
conclusao robusta relativamente aos diferentes métodos terapéuticos na reconstrucao
de cavidades anoftdlmicas. Todos os implantes orbitarios possuem caracteristicas
melhores e piores entre si e portanto, a escolha do tratamento devera ser tomada
pelos proprios cirurgides de forma individualizada tendo em conta, ndo s6 as
caracteristicas e cirurgias prévias de cada crianga, como também a propria

experiéncia do cirurgido e acessibilidade aos implantes.
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