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CONTEXTO

Em 28 de abril de 2011, foi publicada a Lei n° 12.401 que dispGe sobre a assisténcia
terapéutica e a incorporacao de tecnologias em saude no dambito do SUS. Esta lei € um marco
para o SUS, pois define os critérios e prazos para a incorporacao de tecnologias no sistema
publico de saude. Define, ainda, que o Ministério da Saude, assessorado pela Comissao Nacional
de Incorporagdo de Tecnologias — CONITEC, tem como atribui¢Ges a incorporagao, exclusao ou
alteracdo de novos medicamentos, produtos e procedimentos, bem como a constituicao ou

alteracdo de protocolo clinico ou de diretriz terapéutica.

Tendo em vista maior agilidade, transparéncia e eficiéncia na andlise dos processos de
incorporacdo de tecnologias, a nova legislacdo fixa o prazo de 180 dias (prorrogaveis por mais
90 dias) para a tomada de decisdo, bem como inclui a analise baseada em evidéncias, levando
em consideracdo aspectos como eficdcia, acurdcia, efetividade e seguranca da tecnologia, além
da avaliacdo econdmica comparativa dos beneficios e dos custos em relacao as tecnologias ja

existentes.

A nova lei estabelece a exigéncia do registro prévio do produto na Agéncia Nacional de

Vigilancia Sanitaria (ANVISA) para que este possa ser avaliado para a incorporagéo no SUS.

Para regulamentar a composi¢do, as competéncias e o funcionamento da CONITEC foi
publicado o Decreto n° 7.646 de 21 de dezembro de 2011. A estrutura de funcionamento da

CONITEC é composta por dois foruns: Plendrio e Secretaria-Executiva.

O Plenario é o forum responsavel pela emissdo de recomendag¢des para assessorar o
Ministério da Saude na incorporacdo, exclusdo ou alteragado das tecnologias, no ambito do SUS,
na constituicdo ou alteracdo de protocolos clinicos e diretrizes terapéuticas e na atualizacdo da
Relacdo Nacional de Medicamentos Essenciais (RENAME), instituida pelo Decreto n°® 7.508, de
28 de junho de 2011. E composto por treze membros, um representante de cada Secretaria do
Ministério da Salde — sendo o indicado pela Secretaria de Ciéncia, Tecnologia e Insumos
Estratégicos (SCTIE) o presidente do Plendrio — e um representante de cada uma das seguintes
instituicdes: ANVISA, Agéncia Nacional de Saude Suplementar- ANS, Conselho Nacional de Saude
- CNS, Conselho Nacional de Secretarios de Saude - CONASS, Conselho Nacional de Secretarias

Municipais de Saude - CONASEMS e Conselho Federal de Medicina - CFM.



Cabe a Secretaria-Executiva —exercida pelo Departamento de Gestdo e Incorporagdo de
Tecnologias em Saude (DGITS/SCTIE) — a gestdo e a coordenacdo das atividades da CONITEC,
bem como a emissdo deste relatdrio final sobre a tecnologia, que leva em consideragdo as

evidéncias cientificas, a avaliagdo econdmica e o impacto da incorporagao da tecnologia no SUS.

Todas as recomendac¢ées emitidas pelo Plenario sdo submetidas a consulta publica (CP)
pelo prazo de 20 dias, exceto em casos de urgéncia da matéria, quando a CP terd prazo de 10
dias. As contribuicdes e sugestdes da consulta publica sdo organizadas e inseridas ao relatério
final da CONITEC, que, posteriormente, é encaminhado para o Secretario de Ciéncia, Tecnologia
e Insumos Estratégicos para a tomada de decisdo. O Secretdrio da SCTIE pode, ainda, solicitar a

realizacdo de audiéncia publica antes da sua decisao.

Para a garantia da disponibilizacdo das tecnologias incorporadas no SUS, o decreto

estipula um prazo de 180 dias para a efetiva¢do de sua oferta a populacdo brasileira.
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1. RESUMO EXECUTIVO

Tecnologia: Distrator osteogénico mandibular

Indica¢bes: Anomalias importantes (major) do tamanho da mandibula (CID-10 K07.0); anomalias da
relagdo entre a mandibula com a base do cranio (CID-10 K07.1), anomalias congénitas da mandibula, com
obstrugdo das vias aéreas superiores (sequéncia de Pierre Robin isolada ou sindrémica ou sindromes que
afetam o tamanho da mandibula - CID-10 Q87.0; Q75.4; Q67.4).

Demandante: Departamento de Atengdo Tematica e Especializada (DAET), Secretaria de Atengdo a Saude
(SAS)

Contexto: As anomalias congénitas ou de desenvolvimento dos ossos do cranio e da face sdo comuns em
todas as populagGes e podem aparecer de forma esporadica ou como parte de uma sindrome. Entre essas
anomalias, as maloclusGes esqueléticas sdo relativamente frequentes e ocorrem devido a problemas
relacionados ao desenvolvimento da mandibula, da maxila ou de ambos, tem impacto importante no
posicionamento, alinhamento e funcionamento dos componentes do sistema estomatognatico e podem
interferir no desempenho de outros sistemas como o digestivo, respiratério e metabdlico. A micrognatia
ou micrognatismo sdo termos que se referem a anomalias importantes do tamanho da mandibula ou
maxila para caracterizar situagGes clinicas nas quais esses 0ssos sdo pouco desenvolvidos (hipoplasicos)
ou menores do que o padrdo de normalidade. Constituem as causas mais comuns de maloclusdo
esquelética com uma prevaléncia de 1 para cada 1.500 nascidos vivos e podem ocorrer de forma
esporadica ou como parte de até 469 sindromes, dentre as quais as apresentagdes mais comuns envolvem
também a presenca de fenda de palato e deformidades da lingua (glossoptose). Todos os individuos com
micrognatia também sdo afetados com retrognatia, que se refere ao posicionamento posterior anormal
da mandibula ou maxila em relacdo a outras estruturas da face.

Pergunta: “A distracGo osteogénica mandibular é eficaz e sequra para aumento mandibular nas
anomalias do tamanho da mandibula em recém-nascidos, crian¢as, adolescentes e adultos? ”

Evidéncias cientificas: As anomalias mandibulares podem ocorrer de forma esporadica ou como parte de
varias sindromes e causam um espectro de complicagGes estéticas e funcionais. Nesse estudo avaliaram-
se duas indicagdes bem abrangentes da cirurgia de distragcdo osteogénica mandibular. A evidéncia sobre
o aumento mandibular por distracdo osteogénica como recurso para desobstruir as vias aéreas em recém-
nascidos com sequéncia de Pierre Robin ou sindromes que afetam o tamanho mandibular é composta
principalmente por revisdes sistematicas de séries de casos e estudos observacionais retrospectivos.
Apesar da heterogeneidade dos estudos com relagdo aos critérios de indicagdo para cirurgia, adotando-
se na maioria deles o critério de falha a condutas conservadoras e a indicagao para traqueostomia, e em
relacdo aos parametros quantitativos e métodos utilizados para mensurar os efeitos da intervengdo, a
casuistica é grande e ha bastante consisténcia nos resultados em relagdo a resolutividade da obstrucao,
geralmente mensurada por decanulagdo ou prevengdo de traqueostomia, e boa evolugdo em relagdo a
nutricdo e capacidade de alimentacdo. Ndo had estudos em que se comparam outras intervencgdes
cirargicas com a distragdo osteogénica mandibular para desobstrucdo das vias aéreas superiores. Esses
resultados sdo acompanhados por baixas taxas de complicacdes. A evidéncia que subsidia o uso da
distragdo osteogénica para o aumento mandibular em casos selecionados de micrognatia com maloclusdo
de classe Il em individuos ndo-sindrémicos em comparagdo a cirurgia de osteotomia sagital bilateral é
composta por revisdes sistemdticas de estudos controlados randomizados com baixo risco de viés, sendo,
portanto, considerada de alto nivel. A distracdo osteogénica mandibular possibilitou aumentos
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mandibulares em média maiores que a osteotomia sagital com a mesma estabilidade esquelética e taxas
de recidivas semelhantes em periodos de até 36 meses. As complicacbes decorrentes dos dois
procedimentos ndo sdo em sua maioria graves e ocorrem em baixa frequéncia. A evidéncia que subsidia
a utilizacdo da distragdo osteogénica para a corre¢do da mandibula em individuos com microssomia
craniofacial unilateral é composta por revisdo sistematica de séries de casos prospectivas e retrospectivas.
Apesar de se apresentarem bons resultados em curto prazo nos casos menos severos, com maloclusdo de
classes | e lla, os resultados em longo prazo, até 20 anos, demonstram altas taxas de assimetria, recidivas
e necessidade de reintervengGes. Em casos mais severos (classes Ilb e 1ll) o uso é controverso e associado
a resultados insatisfatérios. A evidéncia que subsidia a utilizagdo da distragdo osteogénica como recurso
para tratar a apneia do sono é composta por revisdes sistematicas de séries de casos retrospectivas e
prospectivas. Os estudos sdo bastante heterogéneos, principalmente no que diz respeito aos parametros
e metodologia utilizados para mensurar os efeitos das intervengdes na evolugdo da doenga, com marcada
falta de padronizagdo para avaliagdao quantitativa. Apesar disso, os resultados sdo consistentes quando
apontam para uma melhora do quadro de apneia noturna apds a intervengdo cirurgica, geralmente
expressos pela diminuigdo do indice de apneia hipopneia e aumento da saturagdo de oxigénio sanguineo.

Estudo econémico: Quando comparadas entre si a distragdo osteogénica mandibular e a osteotomia
sagital bilateral, considerando os custos e as efetividades em pacientes com aumento mandibular de mais
de 10 mm, atingiu-se uma razdo de custo efetividade (RCEI) de RS 162.376,30 por sucesso cirdrgico. Os
resultados refletem que em pacientes com aumento maior que 10 mm, a DOM é mais efetiva, porem os
custos da cirurgia sdo bastante elevados. O maior custo imputado na distragdo osteogénica mandibular é
o do distrator (alongador) mandibular atingindo 28 mil reais para dois distratores. Em outra analise de
custos de um ano, os custos da distracdo osteogénica mandibular superam os da traqueostomia,
considerada como intervengdo necessaria em recém-nascidos com micrognatia congénita e obstrucdo
severa das vias aéreas superiores. Essa diferenca é de RS 13 mil por recém-nascido no primeiro ano, com
projecdo de aumento da diferenca nos anos subsequentes a cirurgia de distracdo em func¢do da
manuten¢do dos gastos em pacientes traqueostomizados e diminui¢do nos que realizam a cirurgia de
aumento mandibular.

Avaliacao de Impacto Orgamentario: No Brasil atualmente ha 29 hospitais habilitados em cirurgia cranio
e bucomaxilofacial e considerando a capacidade instalada de cada um como a realizagdo de 17 cirurgias
de aumento mandibular por distracdo/ano, a producdo nacional projetada para um ano seria de 493
cirurgias. Pressupondo a propor¢do maior de cirurgias em recém-nascidos e criangcas em relagdo aos
adultos (adotou-se a proporg¢do de 70:30 — pediatrica: adulto) obtém-se 148 cirurgias em adultos por ano
e 345 em recém-nascidos e criangas. Considerou-se que essa produgdo seria mantida em todos os cinco
anos da projecdo de impacto orcamentario. Considerando o custo da cirurgia pedidtrica como o custo
incremental ou a diferenga entre o custo do procedimento cirurgico de distragdo osteogénica mandibular
e o custo da traqueostomia evitada, obtém-se um valor de RS 12.132,00 por paciente pediatrico/ano. O
custo da cirurgia em adultos segue o que se determinou no estudo econdmico, ou seja, R$ 29.318,00.
Assim fazendo-se obtém-se uma projecdo de gastos pela incorporacdo do distrator osteogénico
mandibular de RS 8,4 milhdes por ano e de 42 milhdes em cinco anos.

Recomendacio inicial da CONITEC: Os membros da CONITEC presentes no plenario no dia 03/10/2018
durante a 712 reunido ordinaria da Comissdo decidiram por unanimidade e de forma preliminar
recomendar a ndo incorporagcdo do distrator osteogénico ao SUS, entendendo ser o valor desse
equipamento médico de uso Unico bastante elevado, gerando razdo de custo-efetividade incremental
desfavoravel.



Consulta publica: A Consulta Publica n° 62 foi realizada entre os dias 16/10/2018 a 05/11/2018. Foram
recebidas 298 contribui¢des, sendo 31 pelo formulario para contribui¢des técnico-cientificas e 267 pelo
formuldrio para contribuigdes sobre experiéncia ou opinido. Das 22 contribui¢des avaliadas de cunho
técnico-cientifico, 18 (82%) discordaram totalmente e 4 (18%) discordaram parcialmente da
recomendagdo preliminar da CONITEC. Os argumentos apresentados para justificar a discordancia total
ou parcial podem ser categorizados nos que se referem ao reconhecimento da eficacia/efetividade da
tecnologia em avaliagdo, a existéncia de consensos de pratica clinica em que se preconiza a utilizagdo da
tecnologia para as indicagOes avaliadas, a difusdo da tecnologia em hospitais e centros de pesquisa
brasileiros; a falta de tecnologias substitutivas nos casos indicados de Sequéncia de Pierre Robin e outras
doengas congénitas com comprometimento das vias aéreas e aos piores progndstico, desenvolvimento
global, qualidade de vida e maiores custos associados aos recém-nascidos e criangas que sdo submetidas
a traqueostomia. Novas evidéncias submetidas constituem-se de relatos de séries de casos, estudos
observacionais retrospectivos, opinides de especialistas e revisdao opinativa. Assim foram submetidos 9
estudos publicados principalmente por cirurgides brasileiros, em que se relatam a utilizagdo da distracdo
mandibular osteogénica bilateral em recém-nascidos, criangas ou adolescentes diagnosticados com
Sequéncia de Pierre Robin isolada ou associada a sindromes e com dificuldades respiratdria e alimentar
severas, com resultados favoraveis. O procedimento possibilitou a reabilitagdo global dos individuos tanto
do ponto de vista funcional, incluindo respiragdo (decanulacdo), degluti¢do, alimentagdo, ganho ponderal,
desenvolvimento da fala, quanto da deformidade mandibular. As contribui¢Ges de experiéncia e opinido
reforcam esses aspectos satisfatérios da utilizagcdo da tecnologia. Sendo assim, o plenario da CONITEC
entendeu que houve argumentacgdo suficiente para alterar a recomendacdo preliminar.

Recomendagdo final da CONITEC: Aos 07 (sete) dias do més de fevereiro de 2019, reuniu-se a Comissdo
Nacional de Incorporagdo de Tecnologias no SUS — CONITEC, regulamentada pelo Decreto n2 7.646, de 21
de dezembro de 2011, e os membros presentes deliberaram por unanimidade recomendar a incorporagao
do distrator osteogénico para tratamento de deformidades cranio e buco-maxilo-faciais congénitas ou
adquiridas, mediante negocia¢do de prego e conforme Protocolo do Ministério da Saude. Assinou-se o
registro de deliberagdo n° 419/2019, pela incorporagdo da tecnologia.

Decisdo: Publica-se a portaria n2 6, de 18 de fevereiro de 2019 por meio da qual se torna publica a decisdo
de incorporar o distrator osteogénico para tratamento de deformidades cranio e buco-maxilo-faciais
congénitas ou adquiridas, mediante negociacdo de preco e conforme Protocolo do Ministério da Saude,
no dmbito do Sistema Unico de Saude - SUS. Publicada no Diario Oficial da Unido (DOU) n2 35, no dia
19/02/2019, secdo 1, pagina 51.



2. ADOENCA

As anomalias congénitas ou de desenvolvimento dos ossos do cranio e da face sdo comuns em
todas as populacdes e podem aparecer de forma esporadica ou como parte de uma sindrome.
Entre essas anomalias, as maloclusGes esqueléticas sdo relativamente frequentes e ocorrem
devido a problemas relacionados ao desenvolvimento da mandibula, da maxila ou de ambos,
tem impacto importante no posicionamento, alinhamento e funcionamento dos componentes
do sistema estomatognatico e podem interferir no desempenho de outros sistemas como o
digestivo, respiratdrio e metabdlico. A micrognatia ou micrognatismo sdo termos que se referem
a anomalias importantes do tamanho da mandibula ou maxila para caracterizar situacdes
clinicas nas quais esses 0ssos sdao pouco desenvolvidos (hipoplasicos) ou menores do que o
padrdo de normalidade. Constituem as causas mais comuns de maloclusao esquelética com uma
prevaléncia de 1 para cada 1.500 nascidos vivos e podem ocorrer de forma esporadica ou como
parte de até 469 sindromes, dentre as quais as apresenta¢ées mais comuns envolvem também
a presenca de fenda de palato e deformidades da lingua (glossoptose). Todos os individuos com
micrognatia também sdo afetados com retrognatia, que se refere ao posicionamento posterior
anormal da mandibula ou maxila em relacdo a outras estruturas da face.

As maloclusdes esqueléticas podem ser agrupadas segundo Angle em trés classes de acordo com
o posicionamento relativo entre a maxila e a mandibula, que é avaliado por cefalometria. De
forma bastante simplificada, na maloclusdo de classe | ha alteracbes que se restringem aos
dentes, ndo afetando os ossos, com posicionamento normal dos primeiros molares inferiores
em relagdo aos superiores, na maloclusao de classe Il o primeiro molar superior estd localizado
mais anteriormente do que o primeiro molar inferior e na classe Ill o primeiro molar superior
estd mais posteriormente localizado do que o primeiro inferior (Figura 1).

Figura 1 — Representacdo grafica das classes de maloclusGes esqueléticas segundo Angle.



As maloclusGes esqueléticas afetam os dentes, a mastigacdo, a fala, os tecidos e as estruturas
anatémicas adjacentes e estdo associadas a comorbidades como obstrucdo das vias aéreas
superiores, apneia do sono, problemas gdstricos, deficiéncias do sistema imune e do
crescimento. Essas condi¢cdes afetam também aspectos relacionados ao bem-estar psicolégico,
ao desenvolvimento intelectual e socioeconémico e, portanto, tem importante impacto na
gualidade de vida. No Brasil, segundo inquérito populacional conduzido em 2010, a prevaléncia
de maloclusGes severas e muito severas (incapacitantes) em criancas e adolescentes com idades
entre 5 e 19 anos (n=12.000) varia entre 6,5% a 9,1% (PEREZ; FRAZAO; RONCALLI, 2013). No
Brasil, esses individuos sofrem importante impacto negativo na qualidade de vida, muito maior
que os individuos com oclusdo menos severa ou normal, da ordem de 24 a 28% maiores
(DEMARCO et al., 2017).

A doenca é de origem multifatorial em que hd o envolvimento de componentes genético e
ambiental ndo se identificando até o presente momento fatores de risco bem estabelecidos e
determinantes para a sua ocorréncia. Varias doencas congénitas e sindromes se caracterizam
pela presenca de mandibula ou maxila micrognaticas, sendo as mais comuns a microssomia
hemifacial, a sequéncia de Pierre Robin (caracterizada geralmente pela triade de mandibula
micrognatica, glossoptose e fenda de palato), sindromes de Treacher Collins, de Goldenhar,
Nager e Stickler.

Quanto mais severa é a deformacdo desses 0ssos, mais graves sao as comorbidades associadas.
Em relacdo aos dentes e articulacdo temporomadibular, destacam-se as altas incidéncias de
bruxismo e apinhamento dos dentes, além de comprometimento funcional dessa articulacado,
principalmente em individuos com maloclusdo de classe |lI.

Apneia do sono e hipdxia crénica sdao comorbidades frequentes em recém-nascidos com
maloclusdo de classe Il e, sem tratamento, podem causar complica¢cGes cardiopulmonares e
neurolégicas. Em recém-nascidos a deformidade do sistema estomatogndtico também causa
problemas alimentares, nutricionais e de funcionamento do sistema digestivo com alta
incidéncia de refluxo gastroesofagico.

2.1. Tratamento recomendado

As opcdes de tratamento nos casos de deficiéncia de crescimento da mandibula envolvem pelo
menos intervengdes ortodonticas e cirdrgicas ortogndticas e de outras estruturas adjacentes
que possam estar também afetadas, como o palato e a articulagio temporomadibular. O
tratamento é complexo e multiprofissional dada a abrangéncia do comprometimento estético e
funcional causado pela deformidade de estruturas ésseas craniofaciais.

De maneira geral, as indicagbes para cirurgia ortognatica para corre¢do de deformidades
craniofaciais surgem da necessidade de reparacdo de deformidade musculoesqueléticas, dsseas
e de tecidos moles quando ha evidéncia fisica ou proveniente de algum exame de imagem de
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desvio dos parametros de normalidade cefalométricos; da correcdao de maloclusdes que nao
podem ser normalizadas por meios nao cirurgicos; de problemas da fala; de anormalidades na
mastigacdo e degluticdo; de doenca dental ou periodontal; de problemas sociais ou psicolégicos
associados; da necessidade de correcdo de problemas da articulagdo temporomadibular ou
musculares e da correcdo de apneia do sono.

Nos casos especificos de cirurgia de aumento mandibular a presenca de deformidades do
condilo da articulagdo temporomadibular, como na anquilose ou devido a reabsorc¢do condilar,
e de obstrucdo das vias aéreas sao indicacdes absolutas para a cirurgia. Os principais objetivos
dessa cirurgia sdo o reestabelecimento e harmonizacao da forma e fun¢des da mandibula com
estabilidade em longo prazo, como, por exemplo, a corregao definitiva da obstrugdao das vias
aéreas superiores e do relacionamento oclusal.

De forma mais abrangente, os principais fatores de risco cirurgico associados aos procedimentos
ortogndticos passam pela coexisténcia de doencas sistémicas graves; idade do paciente;
crescimento ativo ou desproporcional dos ossos afetados; severidade da deformidade dssea
como nas maloclusdes maiores que 10 mm; presenca de condi¢Ges que afetem a cicatrizacdo ou
a homeostase dos tecidos e estruturas no local da intervengdo, como irradiacdo prévia e
diabetes; presenca de apneia do sono; a realizacdo de procedimentos cirurgicos subsequentes
devido a ndo resolutividade de procedimento prévio e a coexisténcia de comprometimento da
articulagdo temporomadibular.

Tanto o diagndstico quanto o planejamento cirdrgico e de outras intervencgdes se apoiam em
técnicas de imagem, principalmente na radiografia panoramica associada a cefalometria, e mais
recentemente na tomografia computadorizada, documentacdo fotografica ou técnicas de
aquisicdo e manipulagdo de imagens por computador.

Os trés principais procedimentos cirdrgicos utilizados para aumento/alongamento e correcdo
mandibulares sdo as cirurgias de osteotomia sagital com fixacdo rigida, a osteotomia em L
invertido com enxertia dssea e fixa¢ado rigida e a distracdo osteogénica mandibular tanto para o
aumento quanto para o alongamento desse 0sso. Esses procedimentos cirurgicos podem ser
acompanhados de outras intervencdes a depender do caso clinico em tratamento, tais como
osteotomia maxilar (Le Fort I), osteotomia alveolar, enxertias, genioplastia, reconstrugdo do
condilo mandibular, entre outros. Todos esses procedimentos requerem anestesia geral e
internagdo pds-cirurgica.

As osteotomias mandibulares s3o atualmente o padrdo ouro para o aumento mandibular e ja
vem sendo realizadas ha mais de 60 anos apds a introdugdo originalmente por Trauner e
Obwegeser. Nessas cirurgias o ramo mandibular é seccionado em duas regides com broca ou
serra para separar a mandibula em dois segmentos que sdo depois separados na dire¢do sagital
para conseguir o aumento. As osteotomias sdo através da cortical lateral do ramo da mandibula
e, na horizontal, por meio da face medial do ramo acima da lingua. Uma terceira osteotomia
sagital une esses dois cortes, separando a mandibula em dois segmentos. Apds a separagao as
extremidades sdo fixadas, no procedimento de fixagdo rigida, com parafusos bicorticais ou
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miniplacas de aco inoxidavel ou titanio e varios tipos de parafusos. As principais complica¢bes
relacionadas as osteotomias sdo as hemorragias, fraturas inadequadas, posicionamento
incorreto da cabeca da mandibula, infeccdo e alteracao neurosensorial. Nesse tipo de cirurgia
as recidivas pds-cirurgicas tém sido associadas a uma série de fatores relacionados aos pacientes
e as modalidades cirurgicas dentre os quais se destacam a quantidade de aumento sagital, com
corte para estabilidade de até 10 mm de aumento e a reabsorcdao condilar, que causa
instabilidade na articulagao temporomadibular. Esses procedimentos sdo atualmente ofertados
pelo Sistema Unico de Saude.

A distracao osteogénica mandibular é uma técnica cirdrgica mais recente, introduzida por
McCarthy na década de noventa. Para conseguir o aumento mandibular sdo feitos em ambos os
lados da mandibula cortes dsseos verticais com broca ou serra na altura do segundo molar. Fixa-
se com parafusos, em ambas as extremidades do corte, as partes moveis de um distrator
osteogénico, colocado na posi¢do sagital (Figura 2). Essas partes moveis sdo separadas de forma
controlada a taxas que variam de 0,5 a 1 mm por dia para induzir sob tensdo a formacao de
tecido ésseo novo entre as extremidades do corte. Depois de um periodo o distrator é retirado
por meio de uma nova cirurgia.

Figura 2 — Distrator osteogénico mandibular interno fixado em ambas as extremidades do corte 6sseo em
um lado da mandibula. Processo de distracdo e formacdo de tecido 6sseo novo.

A distracdo osteogénica deve seguir cinco etapas, a saber, corticotomia ou osteotomia;
instalacdo do distrator; periodo de laténcia; periodo de ativacdo (aplicacdo das forgas de
distracdo) e periodo de consolidagao.

A distragdo osteogénica mandibular tem sido utilizada em casos nos quais ha necessidade de
aumentos mandibulares maiores que 10 mm e esta associada a uma menor taxa de lesdo ao
nervo alveolar inferior e a problemas neurosensoriais e de parestesia do queixo e dos labios. Os
aumentos mandibulares maiores que 10 mm estdo associados a uma taxa de recidiva
significativa quando realizados por osteotomia sagital.



3. ATECNOLOGIA

O distrator osteogénico é um equipamento médico utilizado para fixar e estabilizar cotos 6sseos
separados por osteotomia enquanto sdao submetidos a forca de distracdo para estimular a
osteogénese. Esses equipamentos podem ser internos, justapostos aos 0ssos, ou externos,
qguando parte do equipamento fica aparente, junto a pele (Figura 3). Sdo compostos por placas
para ancoragem aos 0ssos acopladas a hastes em forma de trilho ou rosca que permitem, por
meio de parafusos ou outros dispositivos, o afastamento das placas de forma controlada e a
taxas pré-determinadas. Esses materiais sdo feitos de titdnio ou aco inoxidavel e estdo
disponiveis em diversos tamanhos, para uso adulto e infantil, e com diferentes capacidades de
extensdo. Esses equipamentos podem ser unidirecionais ou multidirecionais.

N N
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Figura 3 — Exemplos de distratores mandibulares interno (esquerda) e externo (direita).

No Brasil esses equipamentos médicos para distragdo mandibular (internos e externos,
unidirecionais e multidirecionais) sdo registrados na ANVISA e atualmente ha pelo menos seis
produtores com registros ativos.

4. BUSCA E ANALISE DA EVIDENCIA

Conduziu-se busca estruturada a partir da elaboragdo de pergunta de pesquisa de acordo com
a estratégia PICO (Tabela 1). O Departamento de Atencdo Especializada e Tematica da Secretaria
de Atencdo a Saude desse Ministério protocolou o pedido de avaliagdo do distrator osteogénico
para tratamento de deformidades cranio e bucomaxilofaciais com vistas a uma possivel
incorporacdo desse equipamento médico a Tabela de Procedimentos, Medicamentos e OPM do
SUS.

Uma vez que as deformidades de cranio e bucomaxilofaciais sdo caracteristicas comuns a um
grupo bastante amplo e heterogéneo de doencas e condigdes clinicas foi inicialmente conduzida



uma busca por revisées sistemdticas publicadas nos ultimos cinco anos e nas quais se abordasse
a utilizacdo de distracdo osteogénica na correcdo de deformidades craniofaciais ou no
tratamento de problemas funcionais decorrentes dessas deformacdes. A busca foi conduzida na
base Pubmed utilizando o termo "distraction osteogenesis"[All Fields] e os filtros para revisao
sistemdtica e humanos. A expectativa foi que se tracasse um panorama do conhecimento
existente sobre a utilizacdo dos distratores nesse contexto clinico.

Entre as 57 revisGes sistematicas recuperadas foram selecionadas 17 nas quais se abordava a
utilizacdo de distracdo osteogénica na correcao de deformidades craniofaciais ou no tratamento
de problemas funcionais decorrentes dessas deformacdes. Entre as selecionadas, em 10 se
tratava da utilizacdo da distracdo osteogénica para a aumento mandibular para se atingir a
normalidade do complexo craniofacial e permitir a regulariza¢do de fungdes como a mastigacao,
degluticdo, respiracdo e sono, inclusive em criancas com sequéncia de Pierre Robin indicadas
para traqueostomia. Em trés se tratava da correcdo do terco médio da face (maxila), outras trés
traziam a sintese de estudos sobre aumento da crista alveolar em mandibulas atrdéficas visando
a adaptacdo de implantes dentarios e em uma tratava-se da distracdo dos ossos do cranio em
craniossinostoses esporadicas ou sindrémicas, excluindo-se os estudos em que deformidades
concomitantes das maxilas e mandibula eram simultaneamente corrigidas por distracdo
osteogénica.

Além do aspecto quantitativo avaliou-se também o nivel de evidéncia disponivel sobre o
assunto, a partir da analise das revisdes sistematicas pertinentes a cada um dos quatro grandes
tépicos descritos acima. Os resultados sdo apresentados na Tabela 1.

Tabela 1 — Caracteristicas das revisGes sistematicas selecionadas entre as publicadas na base
Pubmed sobre distracdo osteogénica craniofacial no periodo de 2013 a 2018.

L. . . . Nimero de revisoes ) oL )
Objetivo da distracdo osteogénica / . L. Nivel da evidéncia incluida nas
L. i sistematicas sobre o . L.
populagdo incluida nos estudos ¢ revisdes sistematicas
ema

Aumento mandibular / hipoplasia ou
micrognatismo mandibular (CID-10 K07.0
anomalias importantes (major) do tamanho da
mandibula); assimetria da mandibula;
retrognatismo mandibular (CID-10 K07.1

. ~ , Estudos controlados randomizados;
anomalias da relagdo entre a mandibula com a

. R ) A 10 estudos observacionais e séries de
base do cranio). Assimetria facial (Q67
deformidades osteomusculares congénitas da casos
cabega, da face, da coluna e do térax).
Sequéncia de Pierre Robin. (Q87.0 Sindromes
com malformagdes congénitas afetando

predominantemente o aspecto da face).
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Corregdo do tergo médio da face (maxilas) / .

. ) A . . Estudos controlados randomizados,
hipoplasia ou micrognatismo maxilar (CID-10

K07.0); assimetria da maxila; retrognatismo

maxilar (CID-10 K07.1).

3 estudos observacionais e séries de
casos

Aumento da crista alveolar em mandibulas .
e . . . . Estudos controlados randomizados,
atrdficas visando a adaptagado de implantes

L. ) 3 estudos observacionais e séries de
dentarios (CID-10 K08.2 Atrofia do rebordo
casos
alveolar sem dentes).
Corregdo dos ossos do cranio / 1 Estudos observacionais e séries de
craniossinostoses casos

A partir dessa anadlise inicial, considerando o maior nimero de doencas e condicdes clinicas
abrangidas, o maior nivel de evidéncia disponivel e o maior volume de publicacbes, selecionou-
se a distracdo osteogénica mandibular para investigacdo mais aprofundada quanto a eficacia e
seguranca em relacdo a cirurgia ortogndtica convencional ou outras medidas de suporte.
Elaborou-se entdo pergunta de pesquisa relacionada ao tema por meio da metodologia PICO,
cujos elementos estdo descritos na Tabela 2.

Tabela 2 — Componentes da pergunta utilizada para estruturar a busca em bases de dados

Componente da pergunta de pesquisa Descricao

Populagdo Recém-nascidos, criangas, adolescentes ou
adultos com hipoplasia ou micrognatismo
mandibular; assimetria da mandibula ou
retrognatismo mandibular

Intervengdo Distragdo osteogénica mandibular
Comparador Sem restricdo
Desfechos Desfechos relevantes de eficécia e

seguranga, sem restrigoes.

A partir desses elementos se elaborou a seguinte pergunta de pesquisa: “A distragdo
osteogénica mandibular é eficaz e seqgura para aumento mandibular nas anomalias do tamanho
da mandibula em recém-nascidos, criangas, adolescentes e adultos? ”

Uma vez estruturada a pergunta de pesquisa foram desenvolvidas estratégias de busca
especificas para cada base de dados consultada, utilizando-se, para tanto, termos especificos
11



extraidos dos tesauros Mesh e Emtree, palavras-chave de artigos de revisdo sobre o tema e
também estratégias de busca disponibilizadas em revisdes sistematicas publicadas sobre o
assunto.

A busca foi conduzida nas bases MEDLINE via Pubmed e EMBASE entre abril e julho de 2018,
sem limite inferior de periodo. Foram selecionados somente artigos nas linguas inglesa,
espanhola e portuguesa. Os filtros utilizados em cada base estdo descritos na Tabela 3.
Priorizou-se a busca por revisdes sistematicas e estudos controlados e randomizados. Foram
conduzidas buscas manuais adicionais por outros artigos nao recuperados nas buscas.
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Tabela 3 — Bases de dados consultadas, estratégias de busca, estudos recuperados.

BASES DE
DADOS

ESTRATEGIAS

FILTROS

DATA
BUSCA

DOCUMENTOS
RECUPERADOS

PubMed

(Mandib* or “lower jaw” or “small jaw” or ((mandib* or “lower jaw”) and
abnorm*) or ((mandib* or “lower jaw”) and hypoplas*) or ((mandib* or “lower
jaw*”) and dysostosis*) or ((mandib* or “lower jaw”) and microsomi*) or
microgn* or retrogn* or “angle* class I1” or ("class 1I” and (malocclusion or bite))
or "Bone Diseases, Developmental"[Mesh] or "Jaw Abnormalities"[Mesh] or
"Jaw Diseases"[Mesh] or "Malocclusion, Angle Class 1I"[Mesh] or "Craniofacial
Abnormalities"[Mesh] or "Mandibulofacial Dysostosis"[Mesh] or
"Mandible"[Mesh] or "Mandibular Injuries"[Mesh] or "Mandibular
Diseases"[Mesh] or "Retrognathia"[Mesh] or "Micrognathism"[Mesh] or
"Dentofacial Deformities"[Mesh] or "Stomatognathic System
Abnormalities"[Mesh] or "Fetal Growth Retardation"[Mesh]) AND
("Osteogenesis, Distraction"[Mesh] or "llizarov Technique"[Mesh] or "Bone
Lengthening"[Mesh] or callotas* or (distract* and osteogen*) or (mandib* and
distract*) or (distract* and osteogen* and mandib*) or (bone and lengthe*) or
(mandib* and lengthe*) or (callus* and distract*) or osteodistract*) AND
(randomized controlled trial[pt] OR randomized controlled trials as topic[mh]
OR random allocation [mh] OR double-blind method[mh] OR single-blind
method[mh] OR random*[tw] OR "Placebos"[Mesh] OR placebo[tiab] OR
((singl*[tw] OR doubl*[tw] OR trebl*[tw] OR tripl*[tw]) AND (mask*[tw] OR
blind*[tw] OR dumm*[tw])))

Filtro para
estudos
controlados
randomizados

(Mandib* or “lower jaw” or “small jaw” or ((mandib* or “lower jaw”) and
abnorm*) or ((mandib* or “lower jaw”) and hypoplas*) or ((mandib* or “lower
jaw*”) and dysostosis*) or ((mandib* or “lower jaw”) and microsomi*) or
microgn* or retrogn* or “angle* class Il” or ("class II” and (malocclusion or
bite)) or "Bone Diseases, Developmental"[Mesh] or "Jaw
Abnormalities"[Mesh] or "Jaw Diseases"[Mesh] or "Malocclusion, Angle Class
II"[Mesh] or "Craniofacial Abnormalities"[Mesh] or "Mandibulofacial
Dysostosis"[Mesh] or "Mandible"[Mesh] or "Mandibular Injuries"[Mesh] or
"Mandibular Diseases"[Mesh] or "Retrognathia"[Mesh] or
"Micrognathism"[Mesh] or "Dentofacial Deformities"[Mesh] or
"Stomatognathic System Abnormalities"[Mesh] or "Fetal Growth
Retardation"[Mesh]) AND ("Osteogenesis, Distraction"[Mesh] or "llizarov
Technique"[Mesh] or "Bone Lengthening"[Mesh] or callotas* or (distract* and
osteogen*) or (mandib* and distract*) or (distract* and osteogen* and
mandib*) or (bone and lengthe*) or (mandib* and lengthe*) or (callus* and
distract*) or osteodistract*) AND (systematic[sb] OR meta-analysis[pt] OR
meta-analysis as topic[mh] OR meta-analysis[mh] OR meta analy*[tw] OR
metanaly*[tw] OR metaanaly*[tw] OR met analy*[tw] OR integrative
research[tiab] OR integrative review*[tiab] OR integrative overview*[tiab] OR
research integration*[tiab] OR research overview*[tiab] OR collaborative
review*[tiab] OR collaborative overview*[tiab] OR systematic review*[tiab]
OR technology assessment*[tiab] OR technology overview*[tiab] OR
"Technology Assessment, Biomedical"[mh] OR HTA[tiab] OR HTAs[tiab] OR
comparative efficacy[tiab] OR comparative effectiveness[tiab] OR outcomes
research[tiab] OR indirect comparison*[tiab] OR ((indirect treatment[tiab] OR
mixed-treatment[tiab]) AND comparison*[tiab]) OR Embase*[tiab] OR
Cinahl*[tiab] OR systematic overview*[tiab] OR methodological
overview*[tiab] OR methodologic overview*[tiab] OR methodological
review*[tiab] OR methodologic review*[tiab] OR quantitative review*[tiab]
OR quantitative overview*[tiab] OR quantitative synthes*[tiab] OR pooled

analy*[tiab] OR Cochrane[tiab] OR Medline[tiab] OR Pubmed[tiab] OR

Filtro CADTH
para revisdes
sistemdticas,
metanalises e
avaliagBes de
tecnologias em
saude

Junho de 2018

235

103
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Medlars[tiab] OR handsearch*[tiab] OR hand search*[tiab] OR meta-
regression*[tiab] OR metaregression*[tiab] OR data synthes*[tiab] OR data
extraction[tiab] OR data abstraction*[tiab] OR mantel haenszel[tiab] OR
peto[tiab] OR der-simonian[tiab] OR dersimonian(tiab] OR fixed effect*[tiab]
OR "Cochrane Database Syst Rev"[Journal:__jrid21711] OR "health technology
assessment winchester, england"[Journal] OR "Evid Rep Technol Assess (Full
Rep)"[Journal] OR "Evid Rep Technol Assess (Summ)"[Journal] OR "Int J
Technol Assess Health Care"[Journal] OR "GMS Health Technol
Assess"[Journal] OR "Health Technol Assess (Rockv)"[Journal] OR "Health
Technol Assess Rep"[Journal])

('micrognathia'/exp OR 'retrognathia'/exp OR 'mandible'/exp OR 'mandible
abnormalities'/exp OR  'mandibulofacial  dysostosis'/exp OR 'jaw
malformation'/exp OR 'jaw disease'/exp OR 'malocclusion'/exp OR 'mandible
hypoplasia'/exp OR 'bone malformation'/exp OR 'bone defect'/exp OR 'bone
deformation'/exp OR 'bone malformation'/exp OR 'bone disease'/exp OR
'microsomia'/exp OR 'craniofacial malformation'/exp OR 'dentofacial
deformity'/exp OR 'mouth malformation'/exp OR 'bone dysplasia'/exp) AND Filtro para
('distraction osteogenesis'/exp OR 'llizarov technique'/exp OR "callotas*" OR estudos
"osteodistraction*" OR "callus distraction" OR "bone lengthe*" OR (distract* controlados
adj5 osteogene*) OR (mandible adj5 distract*) OR (distract* and (jaw* or | randomizados
mandib*))) AND (“Randomized Controlled Trial” OR “Pragmatic Clinical Trial”
OR “Randomization” OR “Random Allocation” OR “Double-Blind Method” OR
“Double Blind Procedure” OR “Double-Blind Studies” OR “Single-Blind Method”
OR “Single Blind Procedure” OR “Single-Blind Studies” OR Placebos OR Placebo
OR random* OR sham OR placebo* OR ((singl* or doubl*) adj (blind* or dumm*
or mask*)) OR ((tripl* or trebl*) adj (blind* or dumm* or mask*)))

('micrognathia'/exp OR 'retrognathia'/exp OR 'mandible'/exp OR 'mandible
Embase abnormalities'/exp OR 'mandibulofacial dysostosis'/exp OR 'jaw
malformation'/exp OR 'jaw disease'/exp OR 'malocclusion'/exp OR 'mandible
hypoplasia'/exp OR 'bone malformation'/exp OR 'bone defect'/exp OR 'bone
deformation'/exp OR 'bone malformation'/exp OR 'bone disease'/exp OR
'microsomia'/exp OR 'craniofacial malformation'/exp OR 'dentofacial
deformity'/exp OR 'mouth malformation'/exp OR 'bone dysplasia'/exp) AND
('distraction osteogenesis'/exp OR 'llizarov technique'/exp OR "callotas*" OR Filtro para
"osteodistraction*" OR "callus distraction" OR "bone lengthe*" OR (distract* revisdes
adj5 osteogene*) OR (mandible adj5 distract*) OR (distract* and (jaw* or
mandib*))) AND (meta-analysis OR systematic review OR “technology

assessment, biomedical” OR ((systematic* AND (review* or overview*))) OR

sistematicas,
metanalises e 116
avaliagBes de
tecnologias em
(methodologic* AND (review* or overview*)) OR ((quantitative AND (review* saude.
or overview* or synthes*))) OR (research AND (integrati* or overview*)) OR
((integrative AND (review* or overview*))) OR (collaborative AND (review* or
overview*)) OR (pool* AND analy*) OR “data synthes*” or “data extraction*”
or “data abstraction*” OR handsearch* or “hand search*” OR “mantel

haenszel” or peto or “der simonian” or dersimonian or “fixed effect*” or “latin
square*” OR “met analy*” or metanaly* OR “meta regression*” or

metaregression* OR meta-analy*)
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Os estudos foram selecionados inicialmente pela andlise de titulo e resumo para eliminar
duplicatas e os que ndo apresentassem relevancia no contexto da questao de pesquisa definida.
Os estudos selecionados nessa primeira etapa foram avaliados depois na integra para entdo
determinar se seriam incluidos nesse parecer. O nimero de documentos selecionados em cada
etapa de acordo com o fluxo descrito foi documentado e estd representado na Figura 4.

Os critérios de inclusdo utilizados na selecdo dos documentos foram os seguintes: revisdes
sistematicas (de estudos controlados randomizados, estudos observacionais e séries de casos),
estudos clinicos controlados randomizados nos quais se utilizasse a distracdo osteogénica para
0 aumento ou correcao mandibular em adultos ou criangas visando a normalizacdo do aspecto
craniofacial ou regularizagdo das funcgGes respiratéria e alimentar. Procurou-se também e de
forma complementar por estudos observacionais nos quais se reportassem desfechos
relacionados a distragdo mandibular em longo prazo.

Apds a leitura do texto completo foram selecionados 19 estudos para serem incluidos no
parecer. Foram selecionadas 15 revisOGes sistematicas, 3 estudos clinicos controlados
randomizados e 1 estudo observacional com desfechos de longo prazo. Esses estudos serdao
descritos a seguir.
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Figura 4 — Fluxograma de sele¢do das evidéncias
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Estudos selecionados

Nos estudos incluidos tratam-se de duas situacdes clinicas nas quais a distracdo osteogénica

mandibular foi utilizada para normalizagao das caracteristicas anatomicas da mandibula visando

a regularizacdo de fungdes como a respira¢do, alimentacdo e sono. As indicacGes sdo as

seguintes: 1. Obstrucdo das vias aéreas superiores em recém-nascidos e criancas com Sequéncia

de Pierre Robin isolada ou sindromica ou ainda com sindromes que afetam o tamanho

mandibular, inclusive a microssomia craniofacial, em destaque; 2. Micrognatia/retrognatia com

maloclusdo de classe Il em adultos e adolescentes. Destaca-se também a sindrome da apneia

obstrutiva do sono em individuos com micrognatia classificados nas duas situacdes clinicas

anteriores. As caracteristicas de alguns dos estudos selecionados sdo apresentadas a seguir nas
Tabelas 4 e 5.

Tabela 4 - Caracteristicas das revisdes sistematicas selecionadas

REVISAO
SISTEMATICA

ESTUDOS INCLUIDOS NA
REVISAO

GRUPOS COMPARADOS

DESFECHOS E EFEITO SUMARIO

HETEROGENEIDA
DE

QUALIDADE DOS
ESTUDOS INCLUIDOS

OBSTRUGAO DAS VIAS AEREAS SUPERIORES EM RECEM-NASCIDOS E CRIANCAS COM SEQUENCIA DE PIERRE ROBIN OU SINDROMES CO

NGENITAS

Bookman et al. 2012.

Estados Unidos

Vdrias intervengdes
conservadoras e cirurgicas.
126 estudos incluindo 1
estudo controlado
randomizado (ECR) que ndo
envolve a distragdo
osteogénica mandibular,
séries de casos e estudos
observacionais. Criangas com
menos de 1 ano
diagnosticadas com
obstrugdo das vias dreas por
glossoptose. Sequéncia de
Pierre Robin sindrémica e
ndo-sindrémica.

N&o ha comparagdo entre as
diferentes intervengbes para
desobstrugdo das vias aéreas
superiores. No ECR incluido
comparam-se diferentes
tipos de obstrutor palatino.
Nas séries de casos compara-
se pré e pos cirurgico.

Decanulagdo e traqueostomia —
medidas conservadoras sdo utilizadas
como primeira linha de tratamento
com alta taxa de sucesso. Nos falhos,
a taxa de sucesso para a glossopexia e
distragdo osteogénica varia entre 70 e
100%. Apneia noturna - Intervengdes
cirurgicas reduzem o nimero de
episddios de apneia-hipopneia no
sono (indice de disturbio respiratdrio).
A saturagdo minima de oxigénio
(LSAT) aumentou de 61% para 92%.
Alimentagdo — Posicdo prona e
distragdo osteogénica estdo
relacionados a uma maior propensado
a se alimentar totalmente por via oral.

Baixa a moderada (niveis
4 e 5 na classificagdo
Oxford)

Paes et al., 2013.
Holanda

Somente séries de casos
sobre distragdo osteogénica
mandibular em criangas
menores que 18 meses de
idade e diagnosticadas com
Sequéncia de Pierre Robin
(SPR). 12 estudos incluidos
(n=212). 82% SPR; 8%
Sindrome de Stickler; 2%
Treacher Collins; 1%
Sindrome de Opitz.

Avalia série de casos e
estudos observacionais sobre
distragdo osteogénica
somente. Ndo ha estudos
clinicos com comparador.
Nas séries de casos compara-
se pré e pos cirurgico.

Aumento mandibular-11,6 a 18,3
mm. Decanulagdo e traqueostomia —
taxa de decanulagdo ou de
traqueostomias evitadas variou entre
82% a 100%. Tempo até a
decanulagdo — 3 a 7,5 dias.
Alimentagdo apds a cirurgia— taxa dos
que passaram a se alimentar
exclusivamente por via oral variou
entre 86% a 100%.

Baixa a moderada (niveis
4 e 5 na classificagdo
Oxford)

Almajed et al., 2016.

Canada

70 séries de casos ou estudos
observacionais sobre
intervengdes cirurgicas,
incluindo distragdo
osteogénica, para tratamento
de obstrugdo das vias aéreas

Distragdo osteogénica
mandibular (49 estudos,
n=612); glossopexia (21

estudos, n=368) e

Mortalidade relacionada ao
procedimento cirtirgico — Zero para
distragdo osteogénica; 2 para
glossopexia e 1 para palatoplastia.
Falha do tratamento (necessidade de
traqueostomia) — 4% para distragdo;

Baixa a moderada (niveis
4 e 5 na classificagdo
Oxford)
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em criangas com SPR e
menos de 1 ano de idade
(n=1.027).

palatoplastia (2 estudos,
n=43).

9,4% glossopexia e zero para
palatoplastia (maior para glossopexia;
p=0,03). Taxa de sucesso varia entre
83 a 94%. Persisténcia de obstrugao
das vias aéreas no pds-cirtirgico —
3,6% para distragdo e 50% para
glossopexia (p<0.01). AIH 210 no p6s-
cirargico — 8,2% para distragdo e
47,6% para glossopexia.

Breik et al., 2016
(Breik e Breik-A e B).
Australia

Criangas com SPR sindromica
e ndo-sindrémica e obstrugdo
das vias aéreas superiores
falhas de tratamentos
conservadores e submetidas
a distragdo osteogénica
mandibular bilateral.

Avalia série de casos e
estudos observacionais sobre
distragdo osteogénica
somente. Ndo hd estudos
clinicos com comparador.
Nas séries de casos compara-
se pré e pos cirurgico.

Sucesso do tratamento até 1 ano
(evitou traqueostomia) - a taxa de
sucesso foi de 95,5% (44 estudos;
n=490). Mudang¢a na média do AIH
apos a cirurgia —de 31,2 para 4,34.
Decanulagdo em até um ano apds a
cirurgia — a taxa foi de 80,3% (31
estudos, n=152). Recorréncias em
longo prazo — 3 anos — 1/7 (1 estudo);
4 anos — 1/5 (1 estudo); 7,6 anos —
5/32 (1 estudo).

Em analise de subgrupos
compara taxa de falha por
tipo de distrator (interno ou
externo) e taxa de distragdo
(1 mm/dia; 1,1 a 1,9 mm/dia
e >2 mm/dia).

Taxa de falha por taxa de distragdo —
ndo ha diferengas na frequéncia de
falhas por taxa de distragdo (35
estudos, n=455). Taxa de falha por
tipo de distrator — significantemente
maior para distrator externo (6,3%
para externo vs. 0,96% para interno;
p=0,012) (38 estudos, n=413).

Avalia série de casos e
estudos observacionais sobre
distragdo osteogénica
somente. Ndo hd estudos
clinicos com comparador.
Nas séries de casos compara-
se pré e pos cirurgico.

Alimentagdo apds a cirurgia — 82%
passaram a se alimentar
exclusivamente por via oral (tempo
médio de seguimento de 3 anos) (21
estudos, n=300). Refluxo esofagico
poés-cirurgico — 4/70 pacientes
permaneceram com refluxo (4
estudos, n=70).

Baixa a moderada (niveis
4 e 5 na classificagdo
Oxford)

Tahiriet al., 2014.
Canada

Criangas menores de 18
meses com SPR sindrémica e
ndo-sindromica e obstrugdo

das vias aéreas superiores
submetidas a distragdo
osteogénica mandibular. 60%
SPR; 6,8% Treacher Collins;
3,5% Sindrome de Stickler.

Avalia série de casos e
estudos observacionais sobre
distragdo osteogénica
somente. Ndo ha estudos
clinicos com comparador.
Nas séries de casos compara-
se pré e pos cirurgico.

Taxa de sucesso da cirurgia (varias
metodologias) — 89,3% (n=711). Taxa
de sucesso em traqueostomizados —
84,2%. Taxa de melhora na apneia do

sono (resolugdo completa ou
melhora significativa) — 95,6%.

Baixa a moderada (niveis
4 e 5 na classificagdo
Oxford)

MICROGNATIA/RETROGNATIA COM MALOCLUSAO DE CLASSE Il EM ADULTOS E ADOLESCENTES NAO-SINDROMICOS

Al-Moraissi e Ellis,
2015. Egito, Estados
Unidos

Pacientes com mandibula
hipoplasica (retrognatica)
com maloclusdo de classe Il
em individuos com idade
entre 13 e 50 anos. Todos
submetidos a distragdo
osteogénica mandibular
unidirecional ou osteotomia
mandibular bilateral para
aumento mandibular.
Incluidos nove estudos
(n=357) clinicos controlados

Osteotomia mandibular
sagital bilateral (OMSB)
(n=148) e distragdo
osteogénica mandibular
unidirecional (DOM) (n=209).

Avango mandibular — maior para
DOM, com significancia estatistica. 7,2
mm (7,06 a 7,71 mm) para a OMSB e
8,41 mm (7,26 a 12,43 mm) para
DOM.

Estabilidade esquelética (relapso
vertical) — Sem diferenga estatistica.
Diferengas de médias de
deslocamento vertical (WMD) = -0,27
mm IC 95% -0,81 a 0,28 mm; p=0,34)

12=78%. Efeitos

variaveis.

Trés estudos (estudos
clinicos controlados
randomizados)
apresentaram baixo risco
de viés e os outros seis
estudos apresentaram
moderado risco de viés.
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randomizados (3) ou ndo (1) e
estudos observacionais
retrospectivos com
comparador (5).

Estabilidade esquelética (relapso
horizontal) — Favorece DOM.
Diferengas de médias de

X?= 2,08, df=3,

deslocamento horizontal (WMD) = - p=0,55
0,02 mm IC 95% -0,25 a -0,21 mm;
p=0,88).
Estabilidade esquelética (angulo SNB
em graus) — Sem diferenca estatistica.
X?=2,11, df=1,

Diferengas de médias de
deslocamento (WMD) =-0,71 graus IC
95% -2,06 a 0,63 graus; p=0,30).

p=0,74. 2=0%

Disturbio neurosensorial do nervo
alveolar inferior (teste de
monofilamento de Simmes-
Weinstein; filamento com algod&o ou
teste da picada) = Risco maior para a
OMSB, RR =1,40 (IC95% 1,03 a 1,89,
p=0,03). NNT =7

12= 0%

Disturbio neurosensorial do nervo
alveolar inferior (percepg¢do dos
pacientes) = Risco maior para a
OMSB, RR =1,45 (IC95% 1,15 a 2,06,
p=0,004).

12= 60%

Rossini et al., 2016.
Portugal

Pacientes com mandibula
hipoplasica (retrognatica)
ndo-sindrébmicos com
maloclusdo de classe Il.
Individuos com idade entre
7,7 a 29,8 anos. Todos
submetidos a distragdo
osteogénica mandibular com
distratores internos (n=181).
Incluidos oito estudos clinicos
sendo (1) prospectivo e (7)
observacionais
retrospectivos.

Comparagdo antes e ap6s a
cirurgia. Descri¢do dos
estudos em separado.

Estabilidade esquelética (dimensdo
vertical) — 1. Por radiografia
panoramica - Aumentos de 12,03 mm
para o lado direito da mandibula e
10,87 mm para esquerdo com relapso
de 2,04 mm do lado direito (p=0,018).
Por cefalometria lateral- Aumento
verticais de 10,43 mm e 10,45 mm
para os lados direito e esquerdo com
relapso de 1,22 para o lado esquerdo
(p=0,039).

2. Mudanga significativa no angulo
entre o plano palatal e plano
mandibular (SpP/MP) apds a cirurgia
de 3,9°, p<0,001.

3. Inclinagdo no plano oclusal de 1,9°
com uma perda 6ssea de 2,5 mm apds
a cirurgia

4. Aumento no angulo do plano
mandibular apds a cirurgia e em
seguimento de 8 anos (5,3° € 4,3°,
respectivamente), com um relapso de
1,0° apds 8 anos. Aumento do
tamanho anterior total da face.

Estabilidade esquelética (dimenséo
sagital) - 1. Por radiografia
panoramica - Aumentos de 8,51 mm
para o lado direito da mandibula e
8,13 mm para esquerdo. Por
cefalometria lateral- Aumento
verticais de 6,80 mm e 7,61 mm para
os lados direito e esquerdo,
respectivamente. Relapsos

Avaliagdo pela
ferramenta Swedish
Council on Technology
Assessment in Health
Care (SBU) — A qualidade
da evidéncia foi
moderada (B) em quatro
estudos e baixa (C) nos
outros quatro.
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significativos em longo prazo de 0,5 a
2,5 mm em ambos os lados.

2. Aumento de 5,9° no angulo SNB,
com diminuigdo de 5,8 no indice de
Wits e de 3,7° no angulo ANB.

3. Aumento de 1,9° no dngulo SNB, na

distancia gonio-gnatio de 4,6 mm, no

condilo-gnatio de 5 mm e diminuigdo
do angulo ANB de 1,9°.

Estabilidade dos tecidos moles
(dimenséo vertical) - boa correlagdo
entre os avangos verticais dos pontos

B (no tecido 6sseo na dobra
mentolabial, sublabial) e labio inferior
(no tecido mole) e pontos B (tecido
dsseo) e estdmio inferior (tecido
mole).

Estabilidade dos tecidos moles
(dimens&o horizontal) - uma
correspondéncia de 90% entre os
pontos cefalométricos dos tecidos
mole e 6sseo.

MICROSSOMIA CRANIOFACIAL UNILATERAL

Pluijmers et al., 2014.
Holanda e Reino
Unido

Pacientes até 16 anos de
idade e diagnosticados com
microssomia cranial unilateral
e que foram submetidos a
cirurgias para colocagdo de
enxertos, osteotomia e
distragdo osteogénica
mandibular para corregdo de
defeitos dsseos. Incluidos 19
estudos entre estudos de
caso controle prospectivos e
séries de casos retrospectivas
e prospectivas (n=285).

Comparagdo antes e ap6s a
cirurgia. Descri¢do dos
estudos e diferentes
modalidades cirurgicas em
separado.

A distragdo osteogénica foi utilizada
com maior frequéncia nas
maloclusdes de classes | e Ila, para as
quais os resultados foram
considerados satisfatdrios em curto e
longo prazos. Para as maloclusGes
mais graves de classe llb e lll os
resultados em curto prazo foram
considerados satisfatérios, mas com
altas taxas de recidiva e assimetria
facial em longo prazo. Aqui os
melhores resultados estdo associados
a cirurgia de distragdo osteogénica em
associagdo a utilizagdo de enxertos.

Baixa a moderada (nivel 4
na classificagdo Oxford)

SINDROME DA APNEIA

OBSTRUTIVA DO SONO

Tsuietal., 2016

Foram incluidos 12 estudos em
um total de 256 pacientes
entre 7 dias e 60 anos de

idade. Todos diagnosticados
com sindrome de apneia
obstrutiva do sono devido a
mandibula retrognatica. Todos
os estudos eram casos séries
de casos retrospectivas. Os
avangos na mandibula foram
entre 12 e 29 mm.

Comparagdo antes e apds a
cirurgia. Critérios de sucesso
para adultos foram IAH <
20/h e uma diminuigdo
maior ou igual a 50% no IAH
apos a cirurgia. Critério de
cura para adultos foi um IAH
< 5/h ap6s a cirurgia. Em
criangas o sucesso pos-
cirurgico foi avaliado
clinicamente.

No grupo de adultos as taxas de cura
variaram entre 82 e 100%. As taxas de
sucesso foram de 100% para os
adultos e entre 90 e 100% para as
criangas. Em adultos a variagdo no
IAH foi de uma média de 51,7/h para
2,9/h e em criangas foi de 10 a 50/h
para 1,1 a 5/h. Houve melhora na
saturagdo minima de oxigénio em
ambos os grupos etdrios.

Baixa a moderada.
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Tabela 5 — Caracteristicas dos estudos controlados randomizados selecionados. Todos os estudos sdo sobre

aumento mandibular em micrognatia/retrognatia com maloclusdo de classe Il ndo-sindrémica.

DESFECHOS TRATAMENTO TRATAMENTO TEMPO DE
ESTUDO PACIENTES ~ MEDIDAS DE EFEITO
AVALIADOS CONTROLE INTERVENCAO SEGUIMENTO
Relapso vertical ndo foi
Hipoplasia mandibular, estatisticamente diferente (-0,074
maloclusdo de classe Il, para DO e -0,034 para OMSB,
ndo-sindromicos, com . N p=0,802). Relapso horizontal ndo foi
Baasetal., . L . L X . Distragdo o R
idade média de 20 anos Estabilidade esquelética Osteotomia mandibular o estatisticamente diferente (-0,324
2015-A. N i . i osteogénica 23,8 meses
(n=66). Ndo houve por cefalometria. sagital bilateral X para DO e -0,448 para OMSB,
Holanda. . . mandibular ~ L
diferenga na extensdo de p=0,609). Angulo SNB pds-cirurgico
aumento mandibular ndo foi estatisticamente diferente
(p=0,506) entre os grupos (-0,250° para DO e -
0,259° para OMSB).
Tempo de operacgdo — foi
estatisticamente menor no grupo
submetido @ OMSB (78 min vs. 100
. i X min; p= 0,024). Perda de sangue —
Hipoplasia mandibular, n e L .
N ndo foi estatisticamente diferente
maloclusdo de classe I, .
N Tempo de operagéo, (194 mL para DO e 153 mL para
ndo-sindrémicos, com . « K
Baasetal., X L perda de sangue, i i Distragdo OMSB). Infecgdo pds-cirtirgica —
idade média de 20 anos . L Osteotomia mandibular L o
2015-B. . infecgdo pos-cirurgica, R i osteogénica todas no grupo DO (12 individuos, 23,8 meses
(n=66). Ndo houve L sagital bilateral X - )
Holanda. X . dor pés-cirurgica e uso de mandibular p=0,005). Dor- ndo diferente até o
diferenga na extensdo de e . Lo
i analgésicos. sexto dia, com diminuigdo
aumento mandibular P }
(p=0,506) significativa no grupo OMSB a partir
=0 do sétimo dia. Uso de analgésicos -
ndo diferente até o quinto dia, com
diminuigdo significativa no grupo
OMSB a partir do sexto dia.
Hipoplasia mandibular, Angulos SNB e SNA apds a cirurgia
maloclusdo de classe I, em ambos os grupos ndo foram
Distragdo estatisticamente diferentes (SNA
36 meses

Hassani et al.,
2014. Estados
Unidos e Iran.

ndo-sindrémicos, com
idade média de 18,2 anos
(n=67). Ndo houve
diferenga na extensdo de
aumento mandibular.

Estabilidade esquelética
por cefalometria.

Osteotomia mandibular
sagital bilateral

osteogénica
mandibular

80,8 OMSB vs. 80,9 DO e SNB 79,1
OMSB vs. 79,2 DO). Relapso ndo foi
estatisticamente diferente 2,5 mm

OMSB e 2,1 mm em DO.
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DESCRIGAO DOS RESULTADOS POR ESTUDO

A. OBSTRUGAO DAS VIAS AEREAS SUPERIORES EM RECEM-NASCIDOS E CRIANGAS COM SEQUENCIA DE
PIERRE ROBIN OU SINDROMES QUE AFETAM O TAMANHO DA MANDIBULA

A evidéncia sobre o aumento mandibular por distragdo osteogénica como recurso para desobstruir
as vias aéreas em recém-nascidos com sequéncia de Pierre Robin ou sindromes que afetam o
tamanho da mandibula é composta principalmente por revisGes sistematicas de séries de casos e
estudos observacionais retrospectivos. Apesar da heterogeneidade dos estudos com relagdo aos
critérios de indicagdo para cirurgia, adotando-se na maioria deles o critério de falha a condutas
conservadoras e a indicagdo para traqueostomia, e em relacdo aos parametros quantitativos e
métodos utilizados para mensurar os efeitos da intervengdo, a casuistica é grande e ha bastante
consisténcia nos resultados em relagdo a resolutividade da obstrugdo, geralmente mensurada por
decanulagdo ou prevengdo de traqueostomia, e boa evolugdo em relagdo a nutri¢do e capacidade de
alimentacdo. Ndo ha estudos em que se comparam outras intervengées cirurgicas com a distragdo
osteogénica mandibular para desobstrucdo das vias aéreas superiores. Esses resultados sdo
acompanhados por baixas taxas de complicagdes.

Bookman et al., 2012

Em revisao sistematica da literatura no periodo de 1980 a 2010, avaliam-se séries de casos prospectivas
e retrospectivas sobre os efeitos de vdrias interven¢cGes em criangas menores que um ano de idade
diagnosticadas com obstrugdo das vias aéreas superiores por glossoptose. Todas foram diagnosticadas
com sequéncia de Pierre Robin isolada ou sindrémica e foram submetidas a tratamentos conservadores
ou cirurgicos, incluindo a distragdao mandibular osteogénica. Os critérios para diagndstico da obstrugdo
das vias aéreas foram sempre clinicos e variaveis entre os estudos incluidos, com escassez de utilizacdo
de parametros ou critérios diagndsticos objetivos pré-definidos. Nos estudos analisados, a obstrugao das
vias aéreas em recém-nascidos foi relacionada a taxas significantes de morbidade e mortalidade, estando
frequentemente associada nas formas severas a cor pulmonale e insuficiéncia cardiaca congestiva (10 a
30% dos pacientes). Os autores afirmam que a taxa de mortalidade relacionada a obstrugdo das vias
aéreas em recém-nascidos ndo sofreu grandes alteragGes nos Ultimos 30 anos, apesar do advento de
novos tratamentos. Em 24 dos estudos incluidos na revisdo relatou-se taxa de mortalidade, que em média
foi de 4,5%, variando amplamente entre 0 e 21%. Essa taxa foi maior em criangas sindrémicas em relagdo
as ndo-sindromicas (22,8% vs. 5,9%) e em prematuros quando comparados aos nascidos a termo (60% vs.
9,5%). Ndo ha, entretanto, comparagGes entre as taxas de mortalidade relacionadas a cada intervengao
para controle e tratamento da obstrucdo das vias dreas. Da mesma forma, ndo ha dados comparativos
entre os efeitos dessas interveng¢des na apneia do sono e, nessa revisao, os autores descrevem de forma
isolada os resultados das interven¢bes em estudos de polissonografia. De maneira geral, os autores
relatam uma melhora na apneia noturna apds as intervengdes, tanto as conservadoras quanto as
cirargicas, mas poucos utilizam dados quantitativos para expressar essa evolugdo clinica e quando o
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fazem, esses dados ndo sdo comparaveis. Em criangas com sequéncia de Pierre Robin, principalmente as
sindrémicas, relatam-se deficiéncias de crescimento, de audicdo e fala e de neurodesenvolvimento. Em
48 estudos incluidos na revisao avaliou-se a capacidade de se alimentar por via oral e, de maneira geral,
ndo foram relatadas melhorias apds a intervengdo com o obstrutor palatino, relatando-se, entretanto,
maior propensdo de recém-nascidos tratados com modificagdo postural (posi¢do prona) ou distragdo
mandibular de passarem a se alimentar exclusivamente por via oral apds as intervengdes. Ndo foram
comparados os efeitos dessas intervengdes em desfechos como o crescimento, audicdo e fala e
neurodesenvolvimento.

Paes et al., 2013

Revisdo sistematica de séries de casos prospectivas e retrospectivas referentes a utilizagdo, no periodo
de 2004 a 2012, da distracdo osteogénica para aumento mandibular em 212 recém-nascidos (2,5 a 3
meses de idade) diagnosticados com Sequéncia de Pierre Robin e para as quais outras medidas mais
conservadoras para a desobstrucdo das vias aéreas superiores falharam. As mandibulas foram
aumentadas em 11,6 a 18,3 mm a uma taxa de 1 a 2 mm/dia, possibilitando decanulacdo ou evitando
traqueostomia em 82 a 94% dos casos. Entre os diferentes distratores utilizados, externo, interno e
interno reabsorvivel, ndo se identificaram diferengas nos tempos até a decanulagdo ou entre as taxas de
traqueostomias evitadas. Entretanto, os processos de distracdo e de dispensa hospitalar foram mais
rapidos para as criangas nas quais se utilizou o distrator interno reabsorvivel. A maioria das criangas voltou
a se alimentar normalmente e, entre as que foram acompanhadas, todas apresentaram crescimento
normal apds a cirurgia.

Almajed et al., 2016

Revisdo sistematica de 70 estudos observacionais e séries de casos de 19 paises, publicados até 2015
abrangendo 1.027 criangas com menos de 1 ano de idade diagnosticadas com sequéncia de Pierre Robin
e micrognatismo e submetidas a procedimento cirurgico para desobstrucdo das vias aéreas superiores.
Dentre os estudos, em 46 relatavam-se procedimentos cirurgicos com distragdo osteogénica mandibular,
em 18 a glossopexia (sutura da lingua ao sulco gengivo-labial) e outros poucos envolvendo a palatoplastia
ou combinag¢des das modalidades apresentadas. Relata-se que, para todas as modalidades cirurgicas, a
mortalidade devido a persisténcia da obstrugdo das vias aéreas foi baixa e a falha no tratamento, definida
como a necessidade de intervengdo com traqueostomia pds-cirurgica, foi de 4% para o procedimento de
distracdo osteogénica mandibular (22/545); 9,4% para a glossopexia (30/320) e nenhuma falha para a
palatoplastia. A taxa de conversdo para traqueostomia foi significantemente maior para a glossopexia
quando comparada a distragdo osteogénica mandibular (p=0,03). Entretanto, o relato de parametros
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objetivos de avaliago clinica, como os derivados da polissonografia e gasometria’, é bastante variavel
entre os estudos e geralmente ndo existente, principalmente entre os estudos publicados antes de 2010.
Em um pequeno grupo de 9 estudos (2 sobre glossopexia e 7 sobre distragdo osteogénica mandibular) foi
possivel identificar relatos de informac¢des detalhadas (IAH-indice de apneias e hipopneias') sobre os
resultados pré e pds-cirdrgicos de exames de polissonografia. Para esse grupo de pacientes, todos ndo
sindrOmicos, apresentaram-se taxas de persisténcia de obstrugdo pds-cirurgicas (IAH>15) de 50% entre
os que foram submetidos a glossopexia e de 3,6% nos que se submeteram a distragao osteogénica
mandibular, com diferenca estatistica entre os grupos (teste de X?, p<0,01). Essa diferenca permanece
significativa quando se varia o limiar para obstrucdo aérea significativa de 15 eventos por hora para 10 ou
20 por hora.

Demais estudos

Em revisdo sistemdtica da literatura até 2013 Breik e colaboradores (2016) descrevem os efeitos da
utilizacdo da distragdo osteogénica exclusivamente bilateral em criangas nascidas com micrognatia (como
parte ou ndo de uma sindrome) e obstrugdo das vias aéreas superiores para as quais tratamento com
medidas conservadoras de cuidado falharam. Foram incluidos 55 estudos entre observacionais
retrospectivos e prospectivos e séries de casos. Ndao foram incluidos estudos clinicos controlados
randomizados. Uma vez que os pacientes avaliados nesses estudos eram considerados para
traqueostomia ja que falhos de medidas mais conservadoras, utilizam-se o sucesso em evitar uma
traqueostomia e em minimizar a obstrugdo das vias aéreas como desfechos para avaliar o beneficio da
intervencgdo cirurgica. A andlise quantitativa envolveu 44 estudos e 490 pacientes com idade média de
10,4 anos, dos quais 468 foram poupados de uma traqueostomia. Entre os individuos que foram
traqueostomizados, a principal causa de falha do procedimento foi a existéncia de anomalias ndo
diagnosticadas das vias aéreas inferiores.

Outro desfecho avaliado foi o sucesso da decanulagdo em criangas ja traqueostomizadas apds a cirurgia
de aumento mandibular. Entre os 152 casos avaliados com idade média de 30,4 meses, 122 foram
decanulados e puderam respirar normalmente apds a cirurgia (taxa de decanulagdo de 80,3%).

Em outras duas revisdes sistematicas o grupo de Breik descreve a influéncia das taxas diarias de distracdo
utilizadas nas intervengdes e do tipo de distrator interno ou externo nas taxas de sucesso e complicagdes
das cirurgias de aumento mandibular em criangas com micrognatia e obstrucdo das vias aéreas superiores
para as quais outras interveng8es mais conservadoras falharam (BREIK et al., 2016-A). Além disso, avaliam
aspectos alimentares e a taxa de refluxo pds-cirdrgicos em criangas nas mesmas condi¢cGes submetidas a
esses procedimentos (BREIK et al., 2016-B).

Em relacdo a primeira revisdo foram analisados 40 estudos, todos séries de casos ou relatos de casos
abrangendo 417 participantes. Foram registradas 19 falhas cirdrgicas, definidas como necessidade de
reoperac¢do ou falha em se atingir o aumento mandibular pretendido. Com uma taxa de sucesso de 95,4%,

i A polissonografia pode ser usada para documentar a extensdo da obstrugdo das vias aéreas (OVA) e excluir alguma potencial apneia
central, que contribua para as dificuldades respiratdrias da crianga. Os estudos laboratoriais (gasometria) podem ser usados para

confirmar o diagndstico de OVA cronica em criangas sem falhas respiratdrias espontaneas. Os gases dos capilares podem ser
analisados para verificar uma tendéncia para a elevagdo dos niveis de diéxido de carbono, o que sugeriria uma hipoventilagdo crénica
ou uma piora da retengdo de didxido de carbono.

T1AH — nimero de hipopneias e apneias por hora: de 5-15: leve; de 15-30: moderado; mais que 30: grave.
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as falhas se relacionaram em sua maioria a deslocamentos nos pinos e outros aspectos inerentes aos
equipamentos. As chances de falhas ndo foram diferentes entre grupos submetidos a diferentes taxas
didrias de distragdo (entre Imm e 4 mm/dia), mas as chances de complicagbes pds-cirurgicas foram
maiores nos grupos submetidos a taxas de distragdo mais altas (> 1 mm/dia). As taxas de complicagdes
variaram entre 26 e 36%.

Observou-se também que ha maiores chances de falhas e complicagdes (23 a 33%) com o uso de
equipamentos externos quando comparados com os internos (n=413; 207 em uso de interno e 206 em
uso de externo).

De 300 criangas avaliadas em 21 relatos ou séries de casos, 246 (82%) passaram a se alimentar totalmente
por via oral 12 meses apds a cirurgia de aumento mandibular em substituicdo, para a maioria, a
alimentagao por sonda nasogastricas ou gastrostomia. Em posterior analise de subgrupos identificou-se
que os individuos nos quais a micrognatia é parte de uma sindrome tém cinco vezes mais chances de nao
evoluir para alimentagdo totalmente oral mesmo apds a desobstrugao das vias aéreas superiores.

Pela avaliagdo de quatro estudos abrangendo 70 participantes com refluxo gastroesofagico pré-
operatorio, pbéde-se identificar a persisténcia de refluxo gastroesofagico em quatro deles apds a
intervencdo cirurgica.

Em outra revisdo sistematica da literatura até 2013 Tahiri e colaboradores (2014) utilizando critérios de
inclusdo mais amplos selecionaram estudos em que se utilizou qualquer técnica de distragdo osteogénica
mandibular para tratar criangas e adolescentes até 18 anos com obstrugdo das vias aéreas superiores em
funcdo da presenca de defeitos craniofaciais envolvendo hipoplasia mandibular. Foram incluidos 74
estudos abrangendo 711 participantes com média de idade de 18,1 meses e em sua maioria (53%)
diagnosticados com sequéncia de Pierre Robin. Na maioria dos casos a técnica utilizada foi a de distracdo
mandibular bilateral (95% dos casos) e o tempo de seguimento médio foi de 2,4 anos. Os autores
reportam uma taxa de sucesso de 89,3% (n=711) da intervencdo cirurgica no tratamento da obstrucdo
das vias aéreas superiores e uma taxa de decanulagdo daqueles previamente traqueostomizados (n=203)
de 84,2%. O sucesso das intervencdes foi definido de forma a abranger os casos com completa resolucdo
ou com melhora clinica significante, mas sem atestar critérios objetivos. A taxa de complica¢des
registradas foi de 23,8%, sendo as principais relacionadas a infecgdo com ou sem formacgdo de abcesso,
apertognatia ou mordida aberta, injuria a nervos e formacgao de cicatrizes hipertroficas.

Em revisdo sistematica, Ren e colaboradores (2017) procuraram identificar e discutir os aspectos clinicos
capazes de interferir nos desfechos da cirurgia de distracgdo mandibular bilateral em criangas e
adolescentes com idade inferior a 18 anos com sequéncia de Pierre Robin para desobstrucdo das vias
aéreas superiores. Em todos os estudos incluidos, publicados até marc¢o de 2016, as criangas haviam sido
submetidas sem sucesso a outras técnicas mais conservadoras para desobstrucdo das vias aéreas
superiores. Ha um indicativo de que nenhum dos fatores investigados em cinco estudos abrangendo 71
pacientes interfiram no desfecho avaliado, menor valor de saturagdo de oxigénio sanguineo. Os aspectos
investigados foram sexo e idade dos pacientes, tipo de doenca (isolada ou sindrémica), experiéncia prévia
com algum tipo de cirurgia para desobstrucdo das vias aéreas superiores, tipo de osteotomia realizada no
procedimento e extensdo do aumento mandibular, além da saturagdo de oxigénio antes da cirurgia.
Entretanto, esses resultados devem ser interpretados com cautela em fungdo da pequena amostra
analisada e da natureza e qualidade dos estudos incluidos, os quais ndo sdo estudos clinicos controlados.
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B. MICROGNATIA/RETROGNATIA COM MALOCLUSAO DE CLASSE Il EM ADULTOS E ADOLESCENTES NAO-
SINDROMICOS

A evidéncia que subsidia o uso da distracdo osteogénica para o aumento mandibular em casos
selecionados de micrognatia com maloclusdo de classe Il em individuos ndo-sindrémicos em comparagao
a cirurgia de osteotomia sagital bilateral é composta por revisdes sistematicas de estudos controlados
randomizados com baixo risco de viés, sendo, portanto, considerada de alto nivel. A distragdo osteogénica
mandibular possibilitou aumentos mandibulares em média maiores que a osteotomia sagital com a
mesma estabilidade esquelética e taxas de recidivas semelhantes em periodos de até 36 meses. As
complicagdes decorrentes dos dois procedimentos ndo sdo em sua maioria graves e ocorrem em baixa
frequéncia.

Essam Ahmed Al-moraissi; Edward Ellis

Revisdo sistemdtica com metanalise de estudos nos quais se compararam os efeitos de duas modalidades
cirargicas de aumento mandibular em individuos com hipoplasia mandibular com maloclusdo de classe Il.
Foram incluidos na revisao trés estudos clinicos controlados randomizados com baixo risco de viés, um
estudo clinico controlado ndo randomizado e cinco estudos retrospectivos nos quais se comparavam a
osteotomia mandibular sagital bilateral com a distragdo osteogénica bilateral para aumento mandibular
em um total, para todos os estudos, de 357 participantes entre 13 e 50 anos de idade. A quantidade de
avan¢o mandibular foi significantemente menor nos participantes submetidos a osteotomia sagital
bilateral (média de 7,2 mm com uma amplitude de 7,06 a 7,71 mm), em relacdo aos submetidos a
distragdo osteogénica (média de 8,41 mm com uma amplitude de 7,26 a 12,43 mm). O tempo de
seguimento dos participantes nos estudos variou entre 6 meses e 7,9 anos. A estabilidade pds-cirurgica
mensurada por andlise cefalométrica (de possiveis recidivas' vertical e horizontal em tempos de
seguimento de 6 meses a 3 anos) apos o aumento mandibular ndo foi estatisticamente diferente entre os
grupos submetidos aos diferentes procedimentos (4 estudos, n=122, diferenca de médias de
deslocamento vertical WMD = -0,27 mm; IC 95% -0,81 a 0,28 mm, p=0,34 e diferenca de médias de
deslocamento horizontal WMD = -0,02 mm, IC 95% -0,25 a 0,21 mm, P = 0,88). Também n3o foi
estatisticamente diferente entre os grupos a taxa de recidiva pds-cirdrgica estimada pela medida do
angulo SNB apds o aumento mandibular com tempos de seguimento entre 3 meses e 7,9 anos (2 estudos,
n=122, diferenca de médias -0,71 graus, IC 95% -2,06 a 0,63, P = 0,30). Dessa forma, conseguem-se
avangos mandibulares maiores com a distragdo osteogénica (> 7 mm) em associagdo a mesma
estabilidade esquelética pds-cirirgica observada para a cirurgia de osteotomia mandibular sagital
bilateral. Em relagdo a frequéncia de disturbio neurosensorial do nervo alveolar inferior, identificou-se
uma diminui¢do de risco estatisticamente significativa em individuos submetidos a distracdo osteogénica
bilateral em relagdo a osteotomia mandibular sagital (565 nervos avaliados em quatro estudos; RR 1,40,
IC 95% 1,03 a 1,89, P = 0,03). Essa vantagem se mantém para a distragdo osteogénica quando esse
parametro é avaliado também de forma subjetiva, pela perspectiva do paciente (RR 1,45, IC 95% 1,15 a
2,06, P=0,004). O NNT calculado foi de 7, significando que para cada 7 individuos submetidos a avango

il A recidiva se caracteriza por um retorno parcial ou total ao posicionamento mandibular pré-cirdrgico.
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mandibular por distragdo osteogénica 1 se beneficiaria, com metade do risco de desenvolver disturbios
neurosensoriais no labio e no queixo por injuria do nervo alveolar inferior.

Baas et al., 2015 (2 estudos)

O grupo de Baas e colaboradores publicaram uma série de trés artigos cientificos a partir de um estudo
clinico controlado randomizado™ envolvendo 66 participantes com idade média de 20 anos (14,3 a 34,8),
nao sindrémicos, com hipoplasia mandibular e maloclusdo de classe Il. Um dos artigos ja foi abordado na
revisdo sistemdtica e metanalise de Al-moraissi e Ellis apresentada anteriormente. Em outros dois artigos
os autores relatam desfechos relacionados a estabilidade esquelética pds-cirdrgica (recidivas), aos efeitos
adversos e qualidade de vida dos pacientes apds os procedimentos cirurgicos, os quais ndao foram
incluidos na metanalise de Al-moraissi e Ellis. No estudo os autores compararam a osteotomia mandibular
sagital bilateral e a distragdo osteogénica bilateral para aumento mandibular. Em um dos estudos o
desfecho primario foi a estabilidade esquelética em tempo médio de seguimento de 23,8 meses avaliada
por cefalometria lateral a partir de radiografias sucessivas pré e pds cirurgicas, ou, no caso de individuos
submetidos a distragdo osteogénica, apds o periodo de distracdo. A estabilidade esquelética foi avaliada
por meio de comparagdo pré e pos-cirurgica das linhas e planos cefalométricos SNB (sela-ndsio-ponto B
mandibular); SN-PM (sela—nasio-plano mandibular); X-B e X-Y (Figura 5).

Figura 5 — Pontos, linhas e planos cefalométricos utilizados na analise de estabilidade esquelética. Fonte:
Baas et al., 2014.

Em relagdo ao aumento mandibular, ndo se identificou diferenga estatisticamente significativa (p=0,506)
entre os grupos submetidos as diferentes modalidades cirtrgicas, com média de 7,0 mm de avanco (4 a

v Para esse estudo a alocagao dos pacientes foi feita de forma aleatoria e cega. Envelopes com os nomes dos pacientes e as modalidades
cirargicas para as quais foram alocados foram abertos na presenca dos cirurgides antes da realizacdo dos procedimentos. Os envelopes
foram abertos consecutivamente pela ordem numérica.
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12 mm) para o grupo submetido a osteotomia mandibular sagital bilateral e de 7,3 mm (5 a 12 mm) para
0 grupo que recebeu a distragdo osteogénica.

O relapso vertical (linha X-B — Figura 5) n3o foi estatisticamente diferente entre os grupos (p=0,802), com
registro de -0,074 mm no grupo que recebeu a distragdo osteogénica e de -0,034 no grupo submetido a
osteotomia mandibular sagital bilateral. Entre os individuos com maior crescimento vertical da
mandibula, medido por deslocamento do angulo do plano mandibular maior que 38°, houve 10/34 no
grupo submetido a distracdo osteogénica e 8/29 submetidos a osteotomia, sem diferenca estatistica
(p=0,873). Quando se comparam os relapsos verticais entre os individuos com maior crescimento vertical
e aqueles com menor crescimento vertical, ndo se identifica diferenca estatisticamente significativa,
independentemente da modalidade cirurgica (p=0,497).

O relapso horizontal (linha Y-B e angulo SNB - Figura 5) também ndo foi estatisticamente diferente
(p=0,609) entre os grupos, com relapsos avaliados pela linha Y-B de -0,324 mm para o grupo que recebeu
a distragdo osteogénica e de -0,448 mm para o grupo submetido a osteotomia. O relapso avaliado pelo
angulo SNB foi de -0,250° para o grupo distragdo osteogénica e de -0,259° para o grupo osteotomizado.
Essa diferenga se mantém ndo significativa quando se compararam os relapsos horizontais de individuos
com maior crescimento mandibular vertical (> 38°) e menor crescimento vertical (para Y-B p=0,176 e para
SNB p=0,130).

Em individuos submetidos paralelamente a cirurgia das maxilas (osteotomia Le Fort | — 8 em distracdo e 3
em osteotomia) ndo se identificaram diferencas estatisticamente significativas em relagdo aqueles
submetidos somente ao aumento mandibular quando se avaliaram os relapsos horizontal e vertical,
independentemente da modalidade cirurgica.

Esses resultados acompanham os descritos na metandlise de Al-moraissi e Ellis, na qual também nao se
identificaram diferencgas estatisticamente significativas entre os relapsos vertical e horizontal registrados
para as duas modalidades cirurgicas (4 estudos, n=122, diferenga de médias de deslocamento vertical
WMD = -0,27 mm; IC 95% -0,81 a 0,28 mm, p=0,34 e diferenca de médias de deslocamento horizontal
WMD =-0,02 mm, IC95% -0,25a - 0,21 mm, P = 0,88).

No segundo estudo publicado avaliam-se os seguintes desfechos secunddrios: tempo de operacdo, perda
de sangue, infecgdo pds-cirurgica, dor pds-cirurgica, uso de analgésicos e custos. A dor no pds-cirurgico
foi avaliada pelos pacientes por meio de escala visual analégica (VAS - 0 a 100) e os resultados expressos
como a média de trés avaliagGes, duas registrando a menor e a maior sensacdo de dor no dia e uma
terceira para registro da sensa¢do de dor no momento do preenchimento do instrumento de avaliagao.
O uso de analgésicos no pds-operatdrio foi expresso pelos pacientes numericamente em escala variando
de 0 a 3, sendo zero equivalente a nenhuma utilizagdo e 3 referente a utilizagdo dos analgésicos
ibuprofeno 600 mg; paracetamol 500 mg e tramadol 50 mg nas doses maximas diarias permitidas (1 ponto
para cada analgésico utilizado em dose maxima). Os outros parametros foram registrados pela equipe
hospitalar.

A percepcdo de dor ndo foi estatisticamente diferente entre os grupos até o sexto dia pds cirurgia, quando
diminuiu significativamente nos dias 7 e 8 no grupo submetido a osteotomia em relagdo ao grupo
submetido a distra¢do osteogénica (p=0,03 e p=0,01, para os dias 7 e 8). No grupo submetido a osteotomia
as médias das avaliagdes de dor decresceram diariamente, enquanto no grupo submetido a distragdo
essas permaneceram semelhantes no periodo de 8 dias.
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Da mesma forma, o quantitativo de analgésicos utilizados foi menor para o grupo submetido a osteotomia
somente a partir do quinto dia apds a cirurgia, permanecendo constante no grupo submetido a distracdo
osteogénica.

O tempo para a realizagdo do procedimento cirurgico foi significantemente menor no grupo submetido a
osteotomia (78 min vs. 100 min.; p=0,024). A perda de sangue nao foi diferente entre os grupos (distracao
osteogénica 194 mL e osteotomia 153 mL; p=0,199). Todas as infecgbes pds-cirurgicas foram registradas
no grupo submetido a distragdo osteogénica (12 individuos, p=0,005). Trés desses foram internados por
um dia para drenagem de abcessos. Os procedimentos de distragcdo osteogénica foram em média 62,6%
mais caros que os de osteotomia.

Mohammad-Esmaiil Hassani et al. 2014

Estudo clinico controlado randomizado e aberto em que foram comparadas duas modalidades cirurgicas
para aumento mandibular em 67 individuos com micrognatia ou hipoplasia mandibular com maloclusdo
de classe Il e idade média de 18,2 anos. Durante seis anos participantes foram randomizados para se
submeterem a osteotomia mandibular sagital bilateral ou a distracdo osteogénica bilateral mandibular.
Antes e ap0Os a realizagdo dos procedimentos os padrdes de normalidade do complexo craniofacial foram
aferidos por meio de andlise cefalométrica (dngulos SNAY e SNBY) em ambos os grupos, que foram
acompanhados pelo tempo médio de 36 meses. Houve modificagdo estatisticamente significativa no
angulo SNB com altera¢do da mandibula apds os procedimentos em ambos os grupos, ndo se registrando
diferenca de significancia estatistica entre os grupos. Os avangos registrados para a mandibula nao foram
estatisticamente diferentes entre os grupos (11,9 mm para osteotomia e 12,1 mm para a distracdo
osteogénica). As taxas de recidiva pds-cirurgica e reabsorgdo éssea ndo foram diferentes entre os grupos.

Rossini et al., 2016

Revisdo sistematica da literatura disponivel até 2015 na qual se avaliam as modificacdes causadas pelo
procedimento de distragdao osteogénica mandibular nos ossos e tecidos moles em curto e longo prazos,
além das taxas de recidiva pds-cirurgicas relacionadas ao procedimento em individuos ndo sindrémicos
com hipoplasia mandibular com maloclusdo de classe II. Entre os oito estudos incluidos na analise um era
prospectivo ndo randomizado e sete retrospectivos ndao randomizados, abrangendo 181 participantes
com idades entre 7 e 29,8 anos. A qualidade de quatro estudos foi considerada moderada e a de outros
quatro baixa. Em quatro dos estudos avaliados relataram-se alteracGes na dimens3o vertical da mandibula
apos a distragdo por meio da quantificacdo de aumentos dsseos verticais por técnicas radiograficas
observando a modificagdo de parametros cefalométricos, como os aumentos no angulo do plano
mandibular (crescimento vertical) em curto e longo prazos. Da mesma forma se relataram aumentos
estatisticamente significativos do comprimento do corpo mandibular (distancia entre génion e mento) da
magnitude de 8,51 mm para o lado direito e 8,13 mm para o lado esquerdo em avaliagdo por radiografias
panoramicas (aumentos de 9,3 a 9,8%), com relapsos considerdveis em longo prazo de 0,5 a 2,5 mm.

v Esse angulo representa a posigdo anteroposterior da maxila em relagdo a base do cranio.
Vi Esse angulo representa a posi¢do anteroposterior da mandibula em relagdo a base do cranio.
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Outros autores registraram avangos da magnitude 8,2 mm e aumentos no angulo SNB. Geralmente,
durante o procedimento de distracdo osteogénica, os tecidos moles da mandibula seguem as alteragdes
dos ossos (histogénese de distragdo), sendo uma exce¢do o labio inferior, cujo movimento é mais
imprevisivel. Em relagdo aos pontos do tecido mole na cefalometria lateral, registraram-se, em um estudo,
boa correlagdo entre os avangos verticais dos pontos B (no tecido ésseo na dobra mentolabial, sublabial)
e labio inferior (no tecido mole) e pontos B (tecido dsseo) e estdmio inferior (tecido mole). Entretanto,
ndao se menciona o tempo de seguimento pds-cirdrgico até a mensuragao desses parametros e esses
tecidos geralmente ndo se estabilizam até pelo menos 12 meses apds as modificagOes dsseas. Ja para o
posicionamento sagital dos labios e estruturas de tecido mole adjacentes observou-se, por varios autores,
uma correspondéncia de 90% entre os pontos cefalométricos dos tecidos mole e dsseo. Ja a
correspondéncia entre o posicionamento dos dentes e de estruturas do tecido mole adjacentes fica em
torno de 20%.

C. MICROSSOMIA CRANIOFACIAL UNILATERAL

A evidéncia que subsidia a utilizagdo da distracdo osteogénica para a corre¢do da mandibula em individuos
com microssomia craniofacial unilateral é composta por revisdo sistematica de séries de casos
prospectivas e retrospectivas. Apesar de se apresentarem bons resultados em curto prazo nos casos
menos severos, com maloclusdo de classes | e lla, os resultados em longo prazo, até 20 anos, demonstram
altas taxas de assimetria, recidivas e necessidade de reinterven¢Ges. Em casos mais severos (classes Ilb e
Ill) o uso é controverso e associado a resultados insatisfatorios.

Pluijmers et al 2014

Ja a revisdo do grupo de Pluijmers e colaboradores (2014) teve o principal foco em individuos em
crescimento (até 16 anos de idade) e diagnosticados com microssomia craniofacial unilateral, sindrome
que também afeta a mandibula, mas difere da micrognatia por ser nessa ultima o subdesenvolvimento
restrito a mandibula. Na microssomia craniofacial o ramo ascendente da mandibula é geralmente
reduzido na dimensao vertical e ha presenga de problemas na articulagao temporomadibular, érbitas e
orelhas. Todos os estudos incluidos foram séries de casos prospectivas ou retrospectivas abrangendo 247
participantes com idade média de 8,9 anos (2 a 15,3 anos). Na maioria dos relatos a técnica cirurgica de
corre¢do mandibular utilizada foi de enxertia dssea (43,9%), seguida pela distragdo osteogénica (40,3%) e
por combinagdes das duas modalidades. Entretanto a distragdo osteogénica foi mais utilizada em
individuos com deformidade leve a moderada, de grau lla (segundo classificacdo de Pruzansky), em que
ha um ramo mandibular pequeno e uma articulagdo temporomadibular com funcionalidade quase
normal. Para a maioria dos estudos os resultados foram favoraveis em curto prazo, no periodo pds-
cirargico, independentemente da modalidade cirdrgica empregada. Em longo prazo, entretanto,
relataram-se altas de taxas de retorno da assimetria facial em funcdo de recidivas, reabsorcdo éssea ou
crescimento diferencial dos dois lados da mandibula. Essas taxas mais altas de insucesso em longo prazo
foram mais frequentes entre individuos com deformidades mais severas (classe Il e Ill), sendo menos
expressivas em individuos com deformidades mais leves (classes | e 11a).
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McCarthy et al., 2017

O grupo de Mccarthy que foi pioneiro na utilizagdo da distragdo osteogénica nos ossos da face na década
de noventa reportou o resultado de estudo retrospectivo em que relatam desfechos de longo prazo de
pacientes diagnosticados com microssomia craniofacial e submetidos ao procedimento de distragdo
osteogénica para aumento mandibular entre 1990 e 2011. Os individuos foram diagnosticados com
microssomia craniofacial unilateral leve a moderada (classes | e Ila), sem problemas relatados de apneia
ou dificuldade respiratéria. Todos eram menores que 10 anos de idade no momento da cirurgia. Em todos
os casos o procedimento cirurgico foi conduzido por um Unico cirurgido utilizando o mesmo protocolo nos
Estados Unidos e os desfechos de longo prazo foram avaliados em tempo posterior a maturidade
esquelética dos pacientes. O grupo de individuos incluidos no estudo foi dividido em dois subgrupos, um
para o qual se atribuiram resultados favoraveis e outro para o qual se atribuiram resultados desfavoraveis.
A avaliagdo dos resultados da cirurgia de distragdo mandibular que subsidiou a separagdo dos individuos
nos subgrupos foi conduzida por meio da visualizagdo de fotos dos pacientes e, nesse processo, da
identificacdo de pontos cefalométricos pré-estabelecidos. Aspectos como o tamanho, a localizagdo e a
simetria dos ossos da face e da mandibula, além de aspectos relacionados aos tecidos moles também
foram avaliados e uma pontuacdo foi atribuida para cada caso. De acordo com esses critérios, dos 19
pacientes avaliados, 12 (63,2%) foram considerados satisfatdrios e 7 (36,8%) ndo satisfatérios. Em relagdo
as complicagGes pods-cirurgicas ndo houve diferenca entre os grupos, com trés individuos apresentando
lesdo de ramo do nervo facial, dois apresentando infecgdao e um cicatriz hipertroéfica. A necessidade de
realizacdo de um novo procedimento cirurgico foi expressiva e 10 dos 19 individuos foram submetidos a
uma nova cirurgia para corre¢do mandibular no periodo posterior a distragdo osteogénica (41% no grupo
satisfatorio e 71% no outro grupo). Individuos no grupo com resultados satisfatorios eram mais novos no
momento da cirurgia e foram mais frequentemente submetidos a correg¢Bes iniciais maiores
(supercorregGes) que as esperadas para normalizar o plano de oclusdo da mandibula.

D. SINDROME DA APNEIA OBSTRUTIVA DO SONO

A evidéncia que subsidia a utilizacdo da distracdo osteogénica como recurso para tratar a apneia do sono
é composta por revisdes sistemdticas de séries de casos retrospectivas e prospectivas. Os estudos sdo
bastante heterogéneos, principalmente no que diz respeito aos parametros e metodologia utilizados para
mensurar os efeitos das interven¢Ges na evolugdo da doenga, com marcada falta de padronizagdo para
avaliagdo quantitativa. Apesar disso, os resultados sdo consistentes quando apontam para uma melhora
do quadro de apneia noturna apds a intervengdo cirurgica, geralmente expressos pela diminuicdao do
indice de apneia hipopneia e aumento da saturacdo de oxigénio sanguineo.

Tsui etal., 2016

Em revisdo sistematica da literatura até 2014 (TSUI et al., 2016) foram incluidas 12 séries de casos
retrospectivas com mais de 10 pacientes, que se configuravam como o maior nivel de evidéncia
disponivel, uma vez que ndo foram encontrados estudos com outros delineamentos. Em todas as séries
de casos relatavam-se desfechos relacionados ao tratamento de apneia obstrutiva do sono com distragao
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osteogénica mandibular em adultos diagnosticados com mandibula retrognatica, anquilose da articulagdo
temporomadibular e apneia obstrutiva do sono e criangas, em sua maioria sindromicas. A idade dos 256
individuos submetidos a distragdo osteogénica mandibular variou entre 7 dias até 60 anos. Os avangos
mandibulares variaram entre 12 e 29 mm e o tempo médio de seguimento variou entre 6 e 37 meses. Em
todos os estudos a avaliagdo do efeito da cirurgia na apneia foi conduzida por meio de polissonografia. As
dimensdes das vias aéreas foram avaliadas pré e pds cirurgicamente por cefalometria (radiografia) ou
tomografia computadorizada. Considerando como sucesso cirdrgico em adultos um indice de apneia e
hipopneia menor do que 20/h e uma diminui¢do maior ou igual que 50% nesse parametro apds a cirurgia,
registrou-se taxa sumaria de sucesso pos-cirurgico de 100%. Considerando como cura em adultos um
indice de apneia e hipopneia menor que 5/h, registraram-se taxas entre 82 a 100% de cura pds-cirdrgica.
Em criangas os critérios de sucesso e cura ndo estdo bem definidos por parametros numéricos e foram
consideradas nesses casos as avaliagGes clinicas dos pacientes apds a cirurgia. Em adultos a medida
sumaria do indice de apneia e hipopneia diminuiu de 51,7/h (43 a 58/h) para 2,9/h (2,1 a 3,4/h) e em
criancas da faixa de 10 a 50/h para 1,1 a 5/h. A saturacdo minima de oxigénio (LSAT) aumentou de uma
faixa de 67 a 77% para 90,3 a 98,2% em adultos e de 73,5 a 93,4% para 88,9 a 99,2% em criangas.

Em revisdo sistematica mais recente descrevem-se os efeitos da utilizacdo da distracdo osteogénica
mandibular no tratamento da apneia obstrutiva do sono em adultos. Em busca finalizada no ano de 2017
foram recuperados 11 estudos que se tratavam de séries de casos prospectivas e retrospectivas
provenientes da China, india, Japdo, Estados Unidos e Franca. Nesse periodo entre 2014 e 2017 n3o foram
publicados estudos controlados randomizados. Metanalise dos estudos revelou um efeito sumario do
aumento mandibular por distragdo osteogénica no indice de apneia e hipopneia (IAH - nimero de
hipopneias e apneias por hora) de diminuicdo de uma média de 45,89 +23.73 para 6,15 +10.44 eventos
por hora (50 pacientes - 86,60% de decréscimo). A saturagdo minima de oxigénio (LSAT) aumentou de
uma média de 71,93 +14.63 para 88,95 £10.95 (55 pacientes). A taxa de sucesso dos procedimentos
cirurgicos foi superior a 80% (NOLLER et al., 2017).

E. COMPLICACf)ES/SEGURANCA
Verlinden et al., 2015

O grupo de Verlinden publicou uma série de trés revisGes sistematicas sobre as complicagGes relacionadas
ao procedimento de distracdo osteogénica mandibular. Em duas das revisdes tratam-se de forma
separada das complica¢Oes resultantes de procedimentos cirlirgicos para correcdo de deformidades
mandibulares congénitas e de desenvolvimento. Essas duas revisdes serdo descritas a seguir.
Em relagdo as deformidades congénitas foram incluidos para avaliagdo qualitativa 81 estudos abrangendo
1.258 participantes, dos quais a maioria (n=717, 57%) fora diagnosticada com microssomia
hemifacial/craniofacial e sequéncia de Pierre Robin (27,1%). Em 99,8% dos casos, o objetivo da cirurgia
era o aumento mandibular bilateral (52,9%) ou unilateral (46,9%). Identificaram-se 433 complicagGes
cirurgicas registradas em 54 estudos, para uma taxa de complica¢des de 34,4%, considerando os 1.258
participantes. A maioria das complicagGes foram classificadas entre aquelas que se resolveram sem
hospitaliza¢do tais como infeccdo no local de fixagdo do equipamento, aplicagdo do vetor de forga
incorreto e problemas relacionados ao equipamento de distragdo (afrouxamento de parafusos ou
extrusdo). Depois, as complicagdes mais frequentes foram as classificadas como permanentes ou que
causam problemas funcionais ou psicoldgicos, tais como mordida aberta esquelética, formagdo de
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cicatrizes hipertréficas e dano permanente aos dentes e foliculos. Em terceiro lugar aparecem as
complicagGes que se resolveram espontaneamente no periodo de até seis meses, tais como os problemas
neurosensoriais do nervo alveolar inferior e dor.

Em relagdo as deformidades devidas a problemas de desenvolvimento foram incluidos 32 estudos
abrangendo 565 individuos diagnosticados com hipoplasia mandibular classe Il e hipoplasia mandibular
transversal. Ao total foram relatadas 211 complicagGes para uma taxa de 37,4%. As complicagGes mais
frequentes foram as infeccdes no local de fixagdo do distrator, problemas neurosensoriais do nervo
alveolar inferior tanto temporarios quanto permanentes e falhas no distrator com necessidade de troca.
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5. ASPECTOS ECONOMICOS

5.1 CUSTO-EFETIVIDADE DA DISTRACAO OSTEOGENICA EM RELAGAO A OSTEOTOMIA SAGITAL BILATERAL
PARA AUMENTOS MANDIBULARES MAIORES QUE 10 MM EM INDIVIDUOS COM MICROGNATIA E
MALOCLUSAO TIPO Il

A severidade da deformidade 6ssea mandibular assim como nas maloclusdes maiores que 10 mm é um
fator de risco bem estabelecido para as cirurgias ortognaticas e esta relacionado a maiores taxas de
recidivas cirurgicas, complicagdes e necessidade de reintervencdes. O procedimento de distragdo
osteogénica para aumentos mandibulares maiores que 10 mm estda associado a baixas taxas de recidiva e
necessidade de reinterven¢dao, mas com um maior custo.

Foi realizada andlise de custo-efetividade comparando a cirurgia disponivel pelo SUS, osteotomia sagital
bilateral mandibular (OSBM) a distragdo osteogénica mandibular (DOM), em individuos com
micrognatia/hipoplasia mandibular e maloclusdo de classe Il, que necessitem de aumento mandibular
superiores a 10 mm. A perspectiva foi do Sistema Unico de Satde, com horizonte temporal de um ano,
tempo gasto para a observagdo dos resultados cirurgicos (desfechos de curto prazo).

Foi desenvolvido um modelo do tipo drvore de decis3o (Figura 6) no software TreeAge Pro 2018™. Este
modelo representou a realidade de forma simplificada. A DOM ou OSBM apresentam indicagGes
funcionais e estéticas, criando um impacto positivo na qualidade de vida dos pacientes, neste sentido, o
desfecho mais adequado para a andlise seria a melhoria na qualidade de vida, anos de vida ajustados por
qualidade (quality-adjusted life years — QALY) ou anos de vida ajustados por incapacidade (disability-
adjusted life years — DALY), no entanto, ndo foram encontrados dados na literatura cientifica que
pudessem expressar estes desfechos, sendo adotado o sucesso ou fracasso cirdrgico com desfecho de
interesse. Esse desfecho escolhido para composi¢cdo do modelo foi avaliado nos estudos selecionados
para compor esse parecer.

Os custos computados na anadlise foram obtidos pela consulta a especialistas e da Tabela de
Procedimentos do SUS. A Tabela 6 apresenta as estratégias de tratamento, bem como os custos

envolvidos em cada tratamento.
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Tabela 6 — Estratégias e custos dos tratamentos

Material e/ou procedimento Custo unitdrio Custo Total Fonte

Distracdao osteogénica mandibular

Distrator (alongador) mandibular RS 14.000,00 RS 28.000,00 Painel de especialistas

04.04.02.046-1 - osteotomia da
mandibula (colocagdo e retirada do RS 659,03 RS 1.318,06
distrator)

Tabela de procedimentos do
SUS (SIH).

Total RS 29.318,06

Osteotomia sagital bilateral mandibular

0702050474 - placa de reconstrugdo em
titanio p/ fratura de mandibula (com RS 1.150,16 RS 2.300,32
parafusos)

Tabela de procedimentos do
SUS (SIH)

04.04.02.046-1 - osteotomia da

, - Tabela de procedimentos do
mandibula (compatibilidade com os RS 659,03 RS 659,03

) ) . SUS (SIH)
procedimentos acima para materiais)
08.02.01.019-9 - diaria de permanéncia Tabela de procedimentos do
. RS 20,06 RS 20,06
a maior SUS (SIH)
Total R$ 2.979,41

A primeira estratégia, distracdo osteogénica mandibular, apresentou um custo total de RS 29.318,06,
enquanto a segunda estratégia, osteotomia sagital bilateral mandibular, apresentou um custo total de RS
2.979,41. Para o insucesso cirurgico, ambas intervengdes terdo um custo adicional para realizacdo de uma
nova intervencio de RS 659,03.

Para a construcdo do modelo foram consideradas as probabilidades de ocorréncia dos eventos descritos
na arvore de decisdo (sucesso cirdrgico/insucesso cirargico) (Figura 6), disponiveis na literatura. Para a
realizacdo de um aumento superior a 10 mm, a efetividade da DOM foi de 96,8% e para OSMB foi de

apenas 60%, sendo 40% dos individuos necessitando de uma nova intervengao por insucesso cirurgico.
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Figura 6. Arvore de decis3o simples para cirurgia com aumento mandibular maior que 10 mm.

As intervengdes quando comparadas entre si, considerando os custos e as efetividades, em pacientes com

aumento mandibular de mais de 10 mm, apresentou uma razdo de custo efetividade (RCEl) de RS

162.376,00. Em pacientes que necessitam de aumentos mandibulares maiores que 10 mm, a DOM é bem

mais efetiva, porém os custos da cirurgia sdo elevados. Os resultados da analise estdo apresentados na

Tabela 7.
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Tabela 7 — Resultados da analise de custo-efetividade

C/E Incr. (RS por sucesso

Estratégia Custo (RS) Custo Incr. Efetividade  Efetividade Incr. C/E
ciruargico)
OSBM 3.243,02 0,84 3.860,74
DOM 29.056,96 25.813,94 0,99 0,15 162.376,30 29.086,74

Legenda: OSBM — Osteotomia sagital bilateral mandibular. DOM — Distragdo osteogénica mandibular. C/E — Custo-Efetividade.

O maior custo imputado a distracdo osteogénica mandibular refere-se ao custo do distrator (alongador)
mandibular atingindo a 28 mil reais para dois distratores. Caso esse valor fosse reduzido pela metade
(anélise de sensibilidade), o RCEl seria de RS 75.501,74; reduzindo em 75% o RCEl seria de RS 28.469,94.

Para nenhuma dessas reducdes a DOM uma tecnologia seria dominante.

5.2 CUSTOS ASSOCIADOS A DISTRACAO OSTEOGENICA MANDIBULAR EM RECEM-NASCIDOS E CRIANGAS
COM SEQUENCIA DE PIERRE ROBIN ISOLADA OU SINDROMICA

Recém-nascidos e criancas com anomalias craniofaciais associadas a micrognatia
frequentemente apresentam comprometimento do fluxo das vias aéreas superiores. Essa situagdo tem
alto potencial de morbidade e mortalidade.

Os sinais e sintomas clinicos de obstrucdo sdo multiplos, como diminuicdo da saturacdo de
oxigénio, retencdo de didxido de carbono, obstrucdo posicional inspiratdria, apneias ou bradicardias, ou
obstrug¢do completa das vias aéreas levando a parada respiratoria e morte. Hd também outro grupo de
sinais que contribuem para a morbidade, como ma alimentacgdo, déficit de crescimento, ganho de peso
insuficiente devido a desnutricdo e morbidade pulmonar frequente com efeitos em longo prazo. A maioria
das criangas que nascem com obstrucdo das vias aéreas superiores associada a micrognatia é
diagnosticada com a sequéncia de Pierre Robin. Outras doengas que afetam os 0ssos craniofaciais e
podem produzir um cenario clinico semelhante sdo a sindrome de Treacher Collins, a sindrome de
Crouzon, a sindrome de Nager, a sindrome de delegdo do 229 e a microssomia hemifacial bilateral. Em
casos graves, a intubacdo de emergéncia é necessaria imediatamente apdés o nascimento, e a
traqueostomia é recomendada para manter as vias aéreas no periodo neonatal e permitir a alimentacdo.

A intervengdo precoce com osteogénese mandibular bilateral pode evitar a necessidade de
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traqueostomia, juntamente com suas complicagdes, e tem como alvo o principal fator etiolégico do
problema - a anatomia anémala da mandibula. Os procedimentos cirdrgicos nestes pacientes sdo
geralmente reservados para aqueles que continuam a ter obstrucdo grave das vias aéreas com hipoxemia
e hipercapnia apesar das medidas conservadoras e em um esforgo para evitar a traqueostomia.

Atualmente, existem trés opgdes cirurgicas para o recém-nascido micrognatico: adesdo lingua-
labio (TLA), traqueostomia e distragdo osteogénica mandibular (DOM).

A tragueostomia alivia imediatamente a obstrugdo das vias aéreas superiores e ainda é
considerada padrao-ouro por muitos médicos. No entanto, a mortalidade associada de 1 a 4% e a
morbidade significativa, incluindo decanulagdo acidental, obstru¢do da canula traqueostomizada,
sangramento, pneumonia, formagdo de tecido de granulacgdo, lesdo da cartilagem cricdide, disfun¢do da
degluticdo, problemas de desenvolvimento de fala e linguagem e decanulagdes tardias, tornam a
traqueostomia uma opgdo com sérias limitagGes. Além disso, criangas com traqueostomia de longo prazo
necessitam de cuidados em casa, além de equipamentos de monitoramento e sucgao.

Distracdo osteogénica é um método de produgao de novo osso com um procedimento cirurgico
que envolve uma osteotomia (corte dsseo) e alongamento gradual dos segmentos dsseos divididos. O
procedimento cirurgico é composto por trés fases: (1) osteotomia e laténcia, (2) distracdo e (3)
consolidagdo. A primeira fase envolve procedimento cirdrgico no qual as osteotomias sdo feitas na
mandibula e os distratores sao colocados. A fase de distragdo logo se segue, onde o dispositivo é ativado
para alongar gradualmente o osso da mandibula. A taxa de distracdo é geralmente de 1 a 2 mm/diae é
realizada com um dispositivo de rotagdo que se conecta a parte externa do distrator. Como o processo de
alongamento é constante e gradual, os tecidos moles sobrejacentes se esticam para acomodar a estrutura
dssea recém-expandida. Esse processo geralmente é bem tolerado (ndo requer analgesia), e o paciente é
capaz de retomar a dieta normalmente durante o periodo pds-operatdrio. A fase final é a fase de
consolidagdo, que envolve a cicatrizagdo e solidificagdo do osso recém-gerado. Durante esta fase, que
normalmente leva cerca de 1 a 2 meses, o distrator é deixado no lugar para agir como um dispositivo de
fixacdo (4).

Sua eficacia no tratamento de obstrucdo das vias aéreas em pacientes pediatricos com hipoplasia
mandibular foi verificada em revisdo sistematica da literatura. O periodo médio de laténcia (periodo entre
insergdo do distrator e inicio da distragdo) relatado (n = 456) foi de 2,1 dias (varia¢do de 0 a 9 dias). A
distancia total média distraida (n = 495) foi 19,8 mm (intervalo de 6,5 a 49 mm). O periodo de consolidacdo
variou de 14 a 120 dias, com um tempo médio de 52,5 dias (n = 406). Quando o tipo de distrator era
especificado, os distratores internos eram ligeiramente favorecidos sobre distratores externos pela
maioria dos cirurgides, com distratores internos sendo usados em 53,4 por cento (n = 254) e distratores
externos em 46,6 por cento dos casos (n = 222). Distratores bilaterais foram usados pela grande maioria
dos autores, com 445 (95,5 por cento) casos relatados de distragdo mandibular bilateral, em comparagado

com apenas 21 casos (4,5 por cento) de distragdo unilateral. O procedimento de distragdo osteogénica
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mandibular foi associado ao sucesso no tratamento de obstrugdo das vias aéreas causada por hipoplasia
mandibular em 635 pacientes (89,3 por cento). Dos 203 pacientes que eram dependentes de
traqueostomia antes da intervencgao, 84,2 por cento (n = 171) foram decanulados. Nos demais pacientes
(n =32), a decanulagdo falhou e os pacientes permaneceram dependente de traqueostomia.

Em outra revisdo sistematica a ado¢do de DOM como medida primaria para o alivio da obstrugdo
das vias aéreas superiores obteve sucesso na prevencgdo de traqueostomia em 95% dos casos. A maioria
das criangas com obstrugdo das vias aéreas tem demonstrado melhora em seu estado respiratdrio dentro
de alguns dias de distracdo. A mortalidade por obstrugdo persistente das vias aéreas apds o procedimento
cirargico foi baixa, com a maioria dos 6bitos ocorrendo em lactentes com doenga ou malformacgdes
associadas e nao relacionada a presencga de obstrugdo das vias aéreas. A complicagdo mais comum da
cirurgia é a infecgdo do sitio cirtirgico e a maioria dos casos sdo tratados com sucesso com antibidticos.

A traqueostomia esta associada a complicagGes em curto e longo prazos. Apds a traqueostomia,
o tempo prolongado de internagdo é comum, pois o tubo de traqueostomia deve ser trocado em multiplas
ocasides e os cuidadores necessitam de tempo adequado para serem instruidos sobre os cuidados
necessarios. Além disso, ha custos em longo prazo relacionados aos cuidados com tragqueostomia. A
distracdo osteogénica também estda associada a custos elevados devido ao equipamento cirdrgico
(distrator), mas a permanéncia no hospital tende a ser menor quando comparada a tragqueostomia e
normalmente ndo ha custos em longo prazo. Em trés estudos de analise de custos nos quais se comparam
traqueostomia e DOM demonstrou-se que a DOM é menos onerosa (KOHAN et al., 2010; RUNYAN et al.,
2014; PAES et al., 2014). Isso esta de acordo com o fato de que os pacientes submetidos a DOM
geralmente recebem alta hospitalar mais cedo e necessitam de menos suporte profissional em casa.

Considerando o desfecho principal da DOM a traqueostomia evitada, ndo foi possivel realizar
uma analise econ6mica completa pela inexisténcia de tecnologia que possa substituir esse procedimento,
estando, nessa faixa etdria, a osteotomia sagital bilateral contraindicada. Portanto, somente uma analise
de custos foi realizada comparando os custos da traqueostomia com DOM.

Na analise foram incluidos os itens de custo ou os servicos de saude utilizados pelos recém-
nascidos submetidos a ambos os procedimentos, segundo registro nos estudos de custo citados. Estes
itens de custo foram valorados segundo perspectiva do SUS de acordo com valores obtidos pelo SIGTAP -
Sistema de Gerenciamento da Tabela de Procedimentos, Medicamentos e OPM do SUS. Os itens de custo
ou servicos de saude captados dos estudos e incluidos nessa analise foram os custos de didrias de
internacgdo, alimentagdo enteral, estudos radioldgicos, medicamentos e exames laboratoriais, cirurgias e
materiais utilizados (gastrostomia, traqueostomia, DOM), custos de consultas ambulatoriais e
atendimentos de emergéncia. Segundo os estudos, todos os pacientes que receberam alta com
traqueostomia receberam cuidados de profissionais de saide em casa. O horizonte temporal foi de um
ano. A frequéncia de utilizagdo dos servigos foi também obtida dos estudos de andlise de custos acima

referenciados.
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Com relagdo a DMO, os pacientes foram submetidos a um minimo de trés operagdes - colocagao
inicial do aparelho de distragdo, remogado do brago de distracdo e remocgao do dispositivo. Foi considerado
que a primeira cirurgia teria o valor semelhante ao procedimento 04.04.03.005-0 - osteotomia da
mandibula em paciente com anomalia cranio e bucomaxilofacial do SIGTAP. Para as subsequentes foram
considerados valores menores, por serem considerados procedimentos mais simples. O valor da didria de
internagdo foi obtido do SIH - DATASUS, considerando o valor gasto por internagdo com traqueostomia
em outubro de 2017. O valor da didria de internagdao de emergéncia em traqueostomizados foi obtido do
SIH em outubro de 2017. Para valorar o tempo de cuidado domiciliar por profissionais de saude
considerou-se o valor do procedimento: 03.01.05.003-1 - assisténcia domiciliar por equipe
multiprofissional na ateng¢do especializada. Os custos da canula de traqueostomia e conjunto

gastrostomia foram resgatados no COMPRASNET — Sistema de Compras do Governo Federal.

Nesta analise, pelo periodo de um ano, a DOM foi mais dispendiosa que a traqueostomia com
uma diferenca de R$ 12.132,00 a mais por paciente. Os custos do aparelho distrator corresponderam a
cerca de 80% dos gastos totais. Ja na traqueostomia, os maiores custos estdo relacionados a internacao,
correspondendo a 70% dos custos totais, visto que o paciente traqueostomizado permanece por maior
tempo no hospital. As internacdes de emergéncias foram responsaveis por 19% dos gastos com

traqueostomia. As Tabelas 8 e 9 descrevem os custos detalhados de cada procedimento.

Tabela 8. Custos atribuidos a distragdo osteogénica mandibular

Distracdo osteogénica mandibular Quantidade Custo unitario Custo total
Distrator 2 RS 14.000,00 RS 28.000,00
Osteotomia e colocagio do dispositivo 1 RS 659,03 RS 659,03
Remocgao dos bragos rotatérios e extubacdo* 1 RS 151,67 RS 151,67
Remogao dos dispositivos de distragdo apés a consolidagdo** 1 RS 225,17 RS 225,17
Tempo de permanéncia hospitalar em dias (média) em 1 ano 12 RS 408,93 RS 4.907,15
Tempo de cuidados domiciliares (dias) 1 RS 18,29 RS 18,29
Radiologia (numero de filmes) 14 RS$ 9,03 RS 126,42
Conjunto gastrostomia, sonda trato digestivo 4 RS 36,09 RS 144,36
Necessidade de interna¢des de emergéncia 1,2 RS 404,16 RS 484,99
Microbiologia (numero de testes) 1 RS 2,80 RS 2,80
Virologia (nimero de testes) 0 RS 18,55 RS 0,00
Total RS 34.431,98

Legenda: *04.08.06.036-0 - RETIRADA DE FIXADOR EXTERNO**04.08.06.040-9 - RETIRADA DE TRAGAO TRANS-ESQUELETICA
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Tabela 9. Custos atribuidos a traqueostomia

Traqueostomia Quantidade Custo unitdrio Custo total
CANULA P/ TRAQUEOSTOMIA 6 RS 28,57 RS 171,42
TRAQUEOSTOMIA 1 RS 554,73 RS 554,73
Tempo de permanéncia hospitalar em dias (média) em 1 ano 38 RS 408,93 RS 15.539,31
Tempo de cuidados domiciliares (dias) 46,7 RS 853,53
Radiologia (nimero de filmes) 4 RS$ 9,03 RS 36,12
CONJUNTO GASTROSTOMIA, SONDA TRATO DIGESTIVO 6 RS 36,09 RS 216,54
Necessidade de internacdes de emergéncia 10,5 RS 404,16 RS 4.243,68
Custos com complicagbes - pneumonia 1 RS 582,42 RS 582,42
Microbiologia (numero de testes) 10 RS 2,80 RS 28,00
Virologia (numero de testes) 4 RS 18,55 RS 74,20
Total RS 22.299,95

Por meio da traqueostomia efetivamente se realiza a desobstrucdo das vias aéreas e esse
procedimento ainda é considerado o padrdo ouro para obstru¢do grave. Entretanto, tem maior
morbidade associada, incluindo efeitos negativos na fala em longo prazo, dificuldades na alimentacao,
atrasos psicossociais, internagdes frequentes e pneumonia. De maior importancia, a traqueostomia esta
associada a uma pequena, mas real chance de mortalidade (1% a 4%). Pela distragdo mandibular aborda-
se diretamente o problema primario, a micrognatia. A complicagdo mais comum ¢é infecgdo no sitio
cirargico.

Ressalta-se que, nesta analise de horizonte temporal de um ano, a DOM foi mais dispendiosa
devido aos custos atribuidos ao distrator, no entanto, expandindo-se este horizonte, os custos seriam
certamente reduzidos, enquanto os gastos com traqueostomia permaneceriam. Em fung¢do dos estudos
dos quais se extrairam as informagdes para a composicdo dessa projecdo de custos, optou-se por ndo

estender o horizonte da analise para além de um ano.

Outra questdo bastante relevante refere-se a qualidade de vida dos recém-nascidos e familiares
no contexto da obstrugdo das vias aéreas e necessidade de traqueostomia. Essas medidas de efetividade
(utilidade) ndo existem na literatura e, portanto, ndo puderam ser incorporadas aos estudos econémicos,

mas ressalta-se que ha estudos na literatura nos quais se demonstra um ganho expressivo em qualidade
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de vida pela retirada da traqueostomia. Esse ganho de qualidade de vida expressa-se pelo
desenvolvimento psicossocial das criangas que passam a ndo dependera mais da traqueostomia para

respirar.

6. ASPECTOS ECONOMICOS — IMPACTO ORCAMENTARIO

Foi conduzida andlise de impacto or¢amentdrio na perspectiva do SUS para se projetar os gastos
em um horizonte temporal de cinco anos de uma possivel incorporacdo do distrator osteogénico
mandibular para realizagdo de cirurgia de aumento mandibular em individuos ndo sindrémicos com
maloclusdo esquelética severa por hipoplasia mandibular ou com micrognatia congénita (Pierre Robin ou
sindromes) e obstrugdo das vias aéreas superiores, indicados para a traqueostomia.

Uma vez que esses procedimentos sdo de alta complexidade e com poucos centros no pais
habilitados a realiza-los, optou-se por utilizar a capacidade instalada como referencial para a projegdo de
impacto orcamentdrio. Entendeu-se que a afericdo da demanda pelo método epidemioldgico geraria
informacdes superestimadas e irreais, uma vez que o principal determinante da producdo (consumo de
distratores) seria a capacidade instalada.

Para o cdlculo da capacidade instalada partiu-se das informagdes da produc¢do anual de dois
grandes centros habilitados em cirurgia cranio e bucomaxilofacial no Brasil. Em um primeiro hospital
realizam-se em média 12 cirurgias por ano e, no outro, 17 cirurgias de distracdo mandibular por ano.
Optou-se por adotar o pressuposto de que a capacidade instalada de um hospital brasileiro habilitado em
cirurgia cranio-bucomaxilofacial seria de 17 cirurgias para aumento mandibular por ano.

No Brasil atualmente hda 29 hospitais habilitados em cirurgia cranio e bucomaxilofacial e,
portanto, a produgdo nacional projetada para um ano seria de 493 cirurgias. Outro pressuposto utilizado
e que também foi obtido a partir de informagdes de especialistas foi a propor¢do maior de cirurgias em
recém-nascidos e criancas em relagdo aos adultos (adotou-se a proporgdo de 70:30 — pediatrica: adulto).
Assim fazendo seriam 148 cirurgias em adultos por ano e 345 em recém-nascidos e criangas. Considerou-

se que essa producdo seria mantida em todos os cinco anos da proje¢do de impacto orgamentario.

Considerando o custo da cirurgia pediatrica como o custo incremental ou a diferenga entre o
custo do procedimento cirurgico de distragdo osteogénica mandibular e o custo da traqueostomia evitada
(ver item 5.2 desse parecer), obtém-se um valor de R$ 12.132,00 por paciente pediatrico/ano. O custo da

cirurgia em adultos segue o que se determinou no estudo econémico (item 5.1), ou seja, RS 29.318,00.

Assim fazendo-se obtém-se uma projecao de gastos pela incorporagdo do distrator osteogénico

mandibular de RS 8,4 milhdes por ano e de 42 milhdes em cinco anos.
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7. CONSIDERAGOES FINAIS

A evidéncia que subsidia o uso da distracdo osteogénica mandibular é de alta qualidade quando
se avalia o uso em comparac¢do a osteotomia sagital bilateral para o aumento mandibular em
individuos com micrognatia severa ndo sindromica e oclusdo de classe Il. E possivel atingir
aumentos mandibulares maiores com a mesma estabilidade obtida pela consolidada cirurgia de
osteotomia sagital em aumentos mais moderados em periodos de até 36 meses. Para a outra
indicacdo, desobstrucao das vias aéreas superiores em recém-nascidos com sequéncia de Pierre
Robin ou sindromes que afetam o tamanho da mandibula as evidéncias se baseiam em revisdes
sistematicas de estudos observacionais em que se avaliam desfechos clinicos antes e apés a
cirurgia. Esses estudos justificam-se pela inexisténcia de tecnologias ou procedimentos médicos
gue possam substituir a distracdo osteogénica mandibular nesse contexto e pela gravidade da
situacdo clinica, que envolve a obstrucdo das vias aéreas em recém-nascidos. A relacdo de custo-
efetividade incremental quando se comparam a distracdo osteogénica mandibular e a
osteotomia sagital bilateral em situacGes em que aumentos maiores que 10 mm sdo necessarios
é bastante alta e dependente do custo do distrator osteogénico. Os custos da distracdo
osteogénica mandibular nos casos de obstrucdo das vias aéreas superiores em recém-nascidos
sdo mais altos que a tragueostomia no primeiro ano, mas projeta-se uma diminui¢cdo nos anos
subsequentes a cirurgia, com manutencao dos gastos para os pacientes traqueostomizados.

8. RECOMENDAGAO INICIAL DA CONITEC

Os membros da CONITEC presentes no plenario no dia 03/10/2018 durante a 712 reunido
ordinaria da Comissao decidiram por unanimidade e de forma preliminar recomendar a nao
incorporacdo do distrator osteogénico ao SUS, entendendo ser o valor desse equipamento
médico de uso Unico bastante elevado, gerando razdo de custo-efetividade incremental
desfavoravel.

9. CONSULTA PUBLICA

A Consulta Publica n° 62 foi realizada entre os dias 16/10/2018 a 05/11/2018. Foram
recebidas 298 contribuicGes, sendo 31 pelo formuldrio para contribui¢cdes técnico-cientificas e
267 pelo formulario para contribuicGes sobre experiéncia ou opinido de pacientes, familiares,

amigos ou cuidadores de pacientes, profissionais de salde ou pessoas interessadas no tema.
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Foram consideradas apenas as contribuicdes encaminhadas no periodo estipulado e por meio

do site da CONITEC, em formulario préprio.

O formulario de contribuicdes técnico-cientificas é composto por duas partes, a primeira
sobre as caracteristicas do participante, e a segunda, sobre a contribuicdo propriamente dita,
acerca do relatério em consulta, estruturada com cinco perguntas sobre: (1) a recomendacdo
preliminar da CONITEC, (2) as evidéncias clinicas, (3) a avaliacdo econd6mica, (4) o impacto

orcamentdrio, e (5) outras contribui¢cdes além das citadas.

O formulario de experiéncia ou opinido é composto por duas partes, a primeira sobre as
caracteristicas do participante, e a segunda, sobre a contribuicdo propriamente dita, acerca do
relatério em consulta, que esta estruturada em trés blocos de perguntas com o objetivo de
conhecer a opinido do participante sobre: (1) a recomendacdo preliminar da CONITEC, (2) a
experiéncia prévia com o medicamento em analise e (3) a experiéncia prévia com outros

medicamentos para tratar a doenga em questdo.

As caracteristicas dos participantes foram quantificadas e estratificadas de acordo com
os respectivos formuldrios. As contribuicdes foram quantitativamente e qualitativamente
avaliadas, considerando as seguintes etapas: a) leitura de todas as contribuicdes, b) identificacdo
e categorizacdo das ideias centrais, e c) discussdo acerca das contribuicdes. A seguir, é
apresentado um resumo da analise das contribui¢des recebidas. O conteudo integral das
contribuigdes se encontra disponivel na pagina da CONITEC

(http://conitec.gov.br/index.php/consultas-publicas).

CONTRIBUICOES TECNICO-CIENTIFICAS

Das 31 contribui¢des recebidas de cunho técnico-cientifico, 9 foram excluidas por se
tratarem de temas diferentes ou por ndo conterem informagdes (em branco), restando 22
contribuicdes que foram avaliadas. Somente os resultados dessas 22 contribui¢bes foram

sistematizados e serdo apresentados a seguir.
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Perfil dos participantes

O perfil dos participantes sera apresentado nas Tabelas a seguir.

Tabela 10 — Contribuigdes técnico-cientificas da consulta publica n? 62 de acordo com a origem.

Caracteristica Numero absoluto (%)
Pessoa fisica 30 (97%)
Paciente 0
Familiar, amigo ou cuidador de paciente 5 (16%)
Profissional de saude 22 (71%)
Interessado no tema 3 (10%)
Pessoa juridica 1(3%)

Tabela 11 - Caracteristicas demograficas de todos os participantes da consulta publica n2 62
recuperadas por meio do formulario técnico cientifico.

Nimero absoluto

Caracteristica (%) Populagdo do Brasil (%)
Sexo

Feminino 15 (50%) 51%
Masculino 15 (50%) 49%

Cor ou Etnia

Amarelo 1(3%) 1,1%

Branco 21 (70%) 47,5%
Indigena 0 0,42%

Pardo 6 (20%) 43,2%

Preto 2 (7%) 7,52%

Faixa etdria

Menor de 18 anos 2 (7%) 29%

45



18 a 24 anos 6 (20%) 8%
25a 39 anos 12 (40%) 24%
40 a 59 anos 8 (27%) 25%
60 anos ou mais 2 (7%) 14%

Regides brasileiras

Norte 3 (10%) 8,7%
Nordeste 5(16%) 27,1%
Sul 10 (32%) 14,2%
Sudeste 12 (39%) 42%

Centro-Oeste 1(3%) 7,7%

Avaliacdo geral da recomendagdo preliminar da CONITEC

Das 22 contribui¢cdes avaliadas de cunho técnico-cientifico, 18 (82%) discordaram
totalmente e 4 (18%) discordaram parcialmente da recomendagdo preliminar da CONITEC e
apresentaram argumentos categorizados a seguir. Os argumentos apresentados para justificar
a discordancia total ou parcial podem ser categorizados nos que se referem a
eficacia/efetividade da tecnologia em avaliacdo, a existéncia de consensos de pratica clinica em
gue se preconiza a utilizacdo da tecnologia para as indica¢Oes avaliadas, a difusdo da tecnologia
em hospitais e centros de pesquisa brasileiros; a falta de tecnologias substitutivas nos casos
indicados de Sequéncia de Pierre Robin e outras doencgas congénitas com comprometimento
das vias aéreas e aos piores progndstico, desenvolvimento global, qualidade de vida e maiores
custos associados aos recém-nascidos e crian¢as que sdao submetidas a traqueostomia. Essas
ideias centrais serdo detalhadas e desenvolvidas nas se¢Oes seguintes.

Evidéncia Clinica

Das 22 contribuicdes recebidas de cunho técnico-cientifico, 15 responderam sim para
contribuir com aspectos relacionados as evidéncias clinicas sobre o distrator osteogénico
mandibular para casos selecionados de Sequéncia de Pierre Robin ou sindromes com

46



comprometimento grave do tamanho da mandibula associado a sofrimento respiratério devido
a glossoptose, apneia e dificuldade ou impossibilidade de alimentacdo por via oral. Todas
apresentaram argumentacdo técnico-cientifica contrarias a recomendag¢do preliminar da
CONITEC e se basearam nos seguintes fundamentos:

Eficacia/Efetividade:

Novas evidéncias submetidas constituem-se de relatos de séries de casos, estudos
observacionais retrospectivos, opinides de especialistas e revisdo opinativa. Assim foram
submetidos 9 estudos, de forma que em 3 deles, publicados principalmente por cirurgices
brasileiros, relatam-se, de forma retrospectiva ou como relatos de séries de casos clinicos, a
utilizacdo da distracdo mandibular osteogénica bilateral em recém-nascidos, criangas ou
adolescentes diagnosticados com Sequéncia de Pierre Robin isolada ou associada a sindromes e
com dificuldades respiratodria e alimentar severas (n=53) (Freitas et al., 2011; Freitas et al., 2010;
Costa et al., 2017). Em outros 5 estudos, com as mesmas caracteristicas dos citados, a distracao
osteogénica mandibular foi utilizada em recém-nascidos, criancas e adultos diagnosticados com
Sindrome de Hanhart, microssomia craniofacial incluindo casos de Sindrome de Goldenhar,
Sindrome auriculocondilar e Sindrome de Nager. Nesses estudos o0s recém-nascidos
apresentavam dificuldade respiratéria severa (Postai et al., 2009; Maricevich et al., 2014; Freitas
et al., 2008-A; Freitas et al., 2007; Alonso; Freitas, 2002). Esses oito estudos foram realizados no
Brasil principalmente nas regiGes Sudeste e Sul e os desfechos relatados favorecem o uso do
distrator osteogénico mandibular, a medida em que possibilitou a reabilitacdo global dos
individuos tanto do ponto de vista funcional, incluindo respirag¢do (decanulagdo), degluticdo,
alimentacgdo, ganho ponderal, desenvolvimento da fala, quanto da deformidade mandibular. Em
um ultimo estudo, classificado como revisdo opinativa, Rachmiel e Shilo (2015) preconizam o
uso da distracdo osteogénica mandibular em casos selecionados de recém-nascidos com
Sequéncia de Pierre Robin e Sindrome de Treacher Collins com sofrimento respiratério devido a
glossoptose. Em outras contribui¢des cirurgides relatam, sem, entretanto, submeterem
literatura comprobatéria, que ja realizaram o procedimento para as indica¢gdes propostas nesse
parecer, com bons resultados.

Vale registrar que, em uma das contribuicdes, menciona-se a existéncia de
procedimento investigativo no Ministério Publico Federal do estado de Goids que inclui
pareceres do Instituto Nacional de Traumatologia e Ortopedia (INTO), da Universidade Federal
de Goias (UFG) e da Associacdo Brasileira de Cirurgia Cranio Maxilo-Facial (ABCCMF) a respeito
do uso da distracdo osteogénica para as indicages investigadas nesse parecer. Os pareceres,
apesar de favoraveis a utilizacdo do procedimento, apontam para a necessidade da elaboracédo
de protocolos nos quais se oriente a pratica médica.

Em dois estudos, dos quais um ja foi citado anteriormente, relatam-se as taxas de
complicacOes relacionadas ao procedimento (Freitas et al., 2008-B; Maricevich et al., 2014). Os

a7



problemas mais comumente descritos sdo aqueles jd& mencionados no relatério tais como
complicagdes relacionadas ao desenvolvimento dentdrio, formacgdo de cicatrizes hipertréficas,
infeccao, problemas relacionados ao nervo alveolar inferior e estruturas enervadas.
Mencionam-se que esses problemas, em sua maioria, se resolvem sem a necessidade de
internacdes hospitalares e que o procedimento é considerado seguro.

A existéncia de consensos/protocolos de pratica clinica

Uma das principais contribui¢des foi proveniente do Hospital de Reabilitaciao de
Anomalias Craniofaciais da Universidade de S3do Paulo- Centrinho (HRAC). A instituicdo
apresentou no documento as indicagBes clinicas para as quais a distracdo osteogénica
mandibular é utilizada nesse centro, a seguir transcritas: “Diferentes condi¢ées clinicas, na sua
maioria sindrémicas, cursam com deformidades craniofaciais em que os métodos convencionais
de tratamento ndo sGo capazes de corrigir funcional e esteticamente. A aplicacdo clinica da
distracGo osteogénica baseia-se essencialmente na corre¢Go das grandes hipoplasias dos
segmentos faciais, especialmente as hipoplasias mandibulares e as do terco médio da face.
Diferentes condicées clinicas, no entanto, cursam com micrognatia. Mais de 400 sindromes
apresentam a hipoplasia mandibular como um de seus achados clinicos. A micrognatia cursa,
especialmente no periodo neonatal, com comprometimento respiratério e alimentar graves. A
osteotomia mandibular (cirurgia ortogndtica) nGo é uma alternativa de tratamento uma vez que
ndo estd indicada em ossos faciais em crescimento. A unica alternativa a Distragcdo Osteogénica
de Mandibula (DOM) nessas situagdes, é a traqueostomia associada em grande parte das vezes
a gastrostomia. As alteracbes relacionadas a micrognatia, ou seja, hipoplasia grave da
mandibula ocorrem em trés situagdes principais: Sequéncia de Robin (SR); Sindrome de Treacher
Collins e Espectro Oculoauriculovertebral (EOAV) ou Microssomia Craniofacial. ”

Cita também a existéncia de protocolo clinico de tratamento utilizado na Instituicdo para
os casos indicados, da seguinte forma: “Os casos sdo selecionados e a indica¢do acontece apenas
naquelas situagées em que as medidas conservadoras falham. O protocolo de tratamento do
hospital prioriza o uso de cdnula nasofaringea e medidas como fonoterapia para o tratamento

de criang¢as com SR especialmente, que apresentem desconforto respiratorio e disfagia. Naqueles
casos em que essas medidas ndo sdo suficientes, a DOM é considerada. A traqueostomia
associada muitas vezes a gastrostomia é realizada quando ndo se dispde do distrator uma vez
que a aquisi¢do é realizada pela Universidade de SGo Paulo por meio de licitagdo sem a
participagdo do Sistema Unico de Satde no custeio dessa tecnologia. A experiéncia da equipe
multidisciplinar constituida de cirurgibes, pediatras, intensivistas, otorrinolaringologistas,
fonoaudidlogos e enfermeiros converge com a indicacgGo da DOM em preferéncia a
traqueostomia nessas condicées. ”

Finalmente, submetem uma recomenda¢do a respeito da incorporagdo desse
equipamento: “recomendamos a incorporacgdo dos distratores mandibulares para o tratamento
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de pacientes com hipoplasias mandibulares graves, associada a definigdo de protocolo clinico e
de regulagdo, a definicdo de centros de referéncias nacionais e estaduais para tratamento, o
acesso ordenado via regulagdo nacional e estadual, bem como o apoio técnico a regulagdo pelos
nucleos internos de regulacéo dos servicos credenciados. ”

Difusdo da tecnologia em hospitais e centros de pesquisa brasileiros e inexisténcia

de tecnologias substitutivas nos casos indicados de Sequéncia de Pierre Robin e

outras doencas congénitas com comprometimento das vias aéreas e indicacdo para
traqueostomia.

Os estudos submetidos e ja apresentados acima, na discussdo sobre efetividade, foram
realizados em hospitais brasileiros, principalmente no eixo sul-sudeste do pais, destacando-se
os estados do Parana e S3o Paulo. Dessa forma, argumentou-se que ja ha uma certa difusdo da
tecnologia no pais e que ha centros nos quais esse procedimento é incorporado ao algoritmo de
tratamento de recém-nascido e criancas com Sequéncia de Pierre Robin ou Sindromes que
afetam o tamanho da mandibula e causam sofrimento respiratério, apds falha de medidas
conservadoras utilizadas para restabelecer a respiragdo normal. Outro argumento presente no
parecer elaborado pelo HRAC e também subsidiado por alguns dos estudos apresentados acima
é que as cirurgias ortogndticas com osteotomia sdo contraindicadas em recém-nascidos,
diferentemente da distracdo osteogénica, e procedimentos como a glossopexia ndo resolvem a
disfagia e a severa hipoplasia ssea comum nesses individuos. Apesar de ndo haver estudos de
comparagdo direta entre essas tecnologias, a distragdo osteogénica tem sido empregada como
procedimento de eleicdo em casos selecionados, evitando ou diminuindo o tempo de
traqueostomia e corrigindo a disfagia e a hipoplasia éssea. Em estudo observacional prospectivo
Siqueira e colaboradores (2017) acompanharam, durante 14 anos, 50 individuos com Sequéncia
de Pierre Robin e observaram que 52% permaneciam, na adolescéncia, com indicagdo para a
cirurgia de corre¢dao mandibular e 20% se submeteram de fato a algum procedimento cirdrgico
para a corre¢do dessas deformidades.

Avaliagao Econdmica

Das 22 contribui¢Ges avaliadas de cunho técnico-cientifico, seis responderam sim para
contribuir com aspectos relacionados a avaliagdo econdmica, entretanto, apenas em duas das
contribuicdes apresentaram-se argumentacées consideradas validas. Todas as contribuicdes
foram discordantes recomendac¢do inicial apresentada no relatério da CONITEC. Os
fundamentos apresentados nessas duas contribui¢cdes serdo apresentados a seguir:
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Custos da morbidade relacionada a traqueostomia e tempo de tragueostomia e de
outros procedimentos médicos em recém-nascidos que ndo fazem a correcdo da hipoplasia

mandibular

Nas duas contribuicdes avaliadas, critica-se o horizonte temporal utilizado na avaliacao
econOmica parcial elaborada para demonstrar as diferencas de custos entre cenarios com a
introducdo da cirurgia de distragcdo osteogénica mandibular e sem a utilizagdo dessa tecnologia,
com tragueostomia sendo o procedimento de eleicdo. Nesse estudo o horizonte temporal
escolhido foi de um ano, enquanto, nas contribuicdes afirma-se que, em prazos maiores, 0s
custos relacionados a traqueostomia certamente superariam o custo inicial do tratamento de
distracdo mandibular. No parecer técnico submetido pelo HRAC os elaboradores apresentam a
experiéncia profissional com os casos de recém-nascidos tratados no hospital, descrevendo a
frequente necessidade de traqueostomia e o uso prolongado de sondas alimentares ou
gastrostomia. Relatam que a tragueostomia é frequentemente associada a morbidade, alto
custo e mortalidade ocasional.

Em relacdo a segunda contribuicdo, também se trata de relato de experiéncia profissional em
hospital onde se realiza o procedimento. O aspecto abordado refere-se os custos relacionados
as cirurgias ortogndticas necessarias em longo prazo para corrigir a deformidade mandibular
desses pacientes. Copia-se na integra: “de acordo com trabalhos de investigagdo realizados em
nossa instituic@o, muitos pacientes que sdo tratados inicialmente por protocolos conservadores,
quando acompanhados em longo prazo continuam apresentado em 80% dos casos micrognatia
suave, moderada e acentuada. Em torno de 20% apresentaram micrognatia severa necessitando
posteriormente de cirurgias ortogndticas (osteotomia sagital bilateral) o que eleva o custo do

tratamento da mesma forma numa fase mais tardia. O custo efetividade quando avaliada a

cirurgia de distragdo mandibular com indicacbes precisas na fase neonatal serd muito maior,
principalmente do ponto de vista da qualidade de vida apds o procedimento. ”

Analise de Impacto Or¢amentario

Das 22 contribuicGes recebidas de cunho técnico-cientifico, 8 responderam sim para
contribuir com aspectos relacionados ao impacto or¢gamentdrio, considerando-se apenas cinco
para apresentagdo nesse parecer por trazerem argumentacdo técnica. Todas as cinco
contribuicdes apresentaram argumentacdo discordantes a apresentada no relatério da
CONITEC. As contribuicdes avaliadas, apresentaram os seguintes argumentos discordantes
(ideias centrais):

1. O valor dos distratores considerados na avaliagdo de impacto or¢amentdrio é
compativel com os valores dos equipamentos importados, mas existem
equipamentos produzidos no Brasil e com pregos mais acessiveis. Nas contribuicdes
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ndo se anexa, entretanto, comprovante ou registro de compra comprobatoério e que
pudesse validar essa afirmacdo. Registra-se uma das contribuicdes: “O custo unitdrio
por distrator estd superestimado, provavelmente por ser baseado em um curto
periodo de indisponibilidade do unico fornecedor nacional, aonde eram utilizados
somente os caros distratores importados (custo atual RS 29.135,92 por par da
Jhonson & Jhonson versus RS 17.360,00 da Improtec). ”

2. Nao se considerou na avaliagdo outros gastos em saude além dos relacionados a
aquisicao dos distratores mandibulares. Assim segue a contribuicdo na integra:
“consideragcdo ndo apenas o valor do distrair em si, mas sim o valor do tratamento
desses pacientes quando ndo colocam o distrair, visto que esses pacientes ficam
mais tempo internados, necessitam de ventilacdo assistida, podem necessitar de
traqueostomia, tem dificuldades alimentares VO, que levam ao uso de sondas ou
gastrostomia(com suas possiveis complicacbes e custos de manutencdo) para
nutrigdo e correm maior risco de apneia e infeccdo hospitalar pelo maior tempo de
internagdo.”

3. O numero de pacientes considerados elegiveis para receber o tratamento estaria
superestimado. Relata-se a experiéncia do estado do Rio Grande do Sul: “O numero
de pacientes submetidos ao tratamento cirurgico pode estar superestimado. Como
cirurgido que realiza este procedimento rotineiramente em uma Fundag¢do (FUNDEF)
com uma drea de abrangéncia na Secretaria Estadual de Saude do Rio Grande do Sul
em uma abrangéncia de 13 das 19 Coordenadorias Estaduais de Saude, foram
realizados pelos SUS 20 procedimentos entre os anos de 2011 e novembro de 2018,
perfazendo uma média de 2,5 pacientes/ano, média bem distante dos 17 pacientes
ano referentes a um grande centro, média inclusive muito maior que o de 12
pacientes em outro grande centro. Desta forma o numero de procedimentos poderd
estar superestimado, ao se extrapolar a toda capacidade instalada. ”

Contribuicoes além dos aspectos citados

Das 22 contribuicGes recebidas de cunho técnico-cientifico, sete responderam sim para
contribuir com aspectos além dos citados, entretanto, em nenhuma delas se identificaram
aspectos técnicos ou cientificos relevantes que pudessem contribuir para a discussdo sobre a
recomendacao inicial da CONITEC.
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CONTRIBUICOES SOBRE EXPERIENCIA OU OPINIAO

Das 267 contribuicdes recebidas sobre experiéncia com a tecnologia ou opinido sobre a
incorporacdo, 96 foram excluidas por se tratarem de duplicacGes de outras contribuicdes,
restando 171 contribui¢cdes que foram avaliadas.

Perfil dos participantes

Todas as contribuicdes partiram de pessoa fisica, sendo que 80% representam
profissionais de salde e familiares, amigos ou cuidadores de pacientes. O restante foi enviado
por pacientes e interessados no tema. A maioria das contribui¢cdes partiu de mulheres (77%),
brancas (74%), entre 25 e 59 anos (83%), da regido Sul e Sudeste (82%). As representagdes de
pacientes participaram em 45% das vezes e profissionais de saude e sociedades médicas em 40%
das vezes.

Tabela 12 — Contribuigdes de experiéncia ou opinido da consulta publica n? 62 de acordo
com a origem.

Caracteristica Numero absoluto (%)
Pessoa fisica 267 (100%)
Paciente 10 (4%)
Familiar, amigo ou cuidador de paciente 110 (41%)
Profissional de saude 106 (40%)
Interessado no tema 41 (15%)

Pessoa juridica -
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Tabela 13 - Caracteristicas demograficas de todos os participantes da consulta publica n? 62 por
meio do formulario de experiéncia ou opinido.

Populagdo do Brasil

Caracteristica Numero absoluto (%) (%)
Sexo

Feminino 205 (77%) 51%
Masculino 62 (23%) 49%
Cor ou Etnia

Amarelo 7 (3%) 1,1%
Branco 198 (74%) 47,5%
Indigena - 0,42%
Pardo 56 (21%) 43,2%
Preto 6 (2%) 7,52%
Faixa etaria

Menor de 18 anos 11 (4%) 29%
18 a 24 anos 28 (10%) 8%
25 a 39 anos 127 (48%) 24%
40 a 59 anos 94 (36%) 25%
60 anos ou mais 7 (3%) 14%
Regides brasileiras

Norte 16 (6%) 8,7%
Nordeste 25 (9%) 27,1%
sul 90 (34%) 14,2%
Sudeste 128 (48%) 42%
Centro-oeste 8 (3%) 7,7%
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Avaliacao geral da recomendagdo preliminar da CONITEC

Das 267 contribuicdes recebidas sobre opinido ou experiéncia com a tecnologia, 252
discordaram totalmente, 4 discordaram parcialmente, 10 concordaram totalmente e 1
concordaram parcialmente da recomendacao preliminar da CONITEC.

As argumentacdes que acompanham as contribuicdes discordantes abordam vdrios
aspectos das doencas para as quais o distrator estd indicado, ressaltando a complexidade e os
impactos funcional, psicossocial e em qualidade de vida associados a histéria natural dessas
doencas. Trazem também aspectos relacionados a efetividade e seguranca desse equipamento
e do procedimento de distracdo mandibular, assim como o impacto positivo dessa intervengao
em importantes desfechos em saude principalmente relacionados a reabilitacdo global dos
pacientes, em um contexto em que estdo contraindicadas as cirurgias ortognaticas com
osteotomia em recém-nascidos e criancas. Pontuam-se as ideias centrais das argumentacdes:

1. A utilizacdo do equipamento de distracdo osteogénica para a ampliacdo da
mandibula em casos selecionados é bem estabelecida, com resultados robustos e
satisfatorios. Esse equipamento é efetivo e, por isso, considerado essencial ao
tratamento de doencas que se caracterizam por deficiéncias esqueléticas,
associadas a problemas funcionais e de desenvolvimento. Destaca-se a utilizacdo
essencial em casos com grandes deformidades dsseas.

2. Nos casos das deformidades congénitas como na Sequéncia de Pierre Robin e
Sindromes que afetam o tamanho mandibular, a cirurgia ortogndtica com
osteotomia estd contraindicada, o que reduz ou inviabiliza as opg¢bes de
intervengdes cirdrgicas nos casos para os quais as medidas conservadoras ndo sdo
suficientes para manter os parametros respiratorios normais.

3. Nos casos em que hd deformidades severas da mandibula, a distragao osteogénica
elimina a discrepancia esquelética de forma mais fisiolégica do que as osteotomias
e estd associada a melhor progndstico, com menos recidivas. A distracdo também
pode ser utilizada para preparacdo da mandibula atréfica/hipoplasica para a cirurgia
ortognatica.

4. Nessas condi¢des hd um comprometimento do funcionamento normal dos sistemas
respiratério e estomatogndtico, com hipdxia, necessidade de intubagao,
traqueostomia, instalacdo de sonda alimentar, internagcdo hospitalar em UTI. As
caracteristicas esqueléticas e os frequentes procedimentos necessarios a
manutenc¢do da vida dos pacientes comprometem-lhes o desenvolvimento global,
dificultam a integracdo social e o desenvolvimento psicossocial associado a
linguagem e a aparéncia (dimensdes mais equilibradas dos ossos faciais). Hd um
importante impacto na qualidade de vida dos pacientes e cuidadores.

5. Ainterveng¢do com o distrator osteogénico mandibular evita ou diminui o tempo de
traqueostomia e permite que outros aspectos relacionados a deformidades severas
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da mandibula, citados acima, possam se desenvolver. O equipamento é inacessivel
a maioria da populacao devido ao alto custo.

6. E possivel que, para o sistema de salde, os custos diretos relacionados a aquisicdo
dos distratores mandibulares sejam compensados em longo prazo pelas
intervengdes em saude evitadas devido ao aumento mandibular, a normalizagdo da
funcdo respiratdria e a reabilitagao dos individuos.

Nas quatro contribuicdes com declaracdes de discordancia parcial reforcam-se as ideias
centrais das argumentacdes detalhadas e discutidas acima. Relatam-se duas delas na integra: 1.
“A utilizacdo do distrator osteogénico para a mandibula é o unico tratamento eficiente para
deformidades congénitas (Pierre Robin, Treacher Collins, Microssomia Hemifacial), portanto
deve ser incorporado pois ndo hd substituto (o paciente ficard sem tratamento algum). A
comparacdo do distrator com a osteotomia sagital estd adequada. Portanto, o uso do distrator
em deformidades congénitas nas criancas é essencial. ”; 2. “Deformidades congénitas como
Sequéncia de Pierre Robin (tema de minha tese de doutorado pela USP), sindrome de Treacher
Collins, Apert e Crouzon, além de inumeras craniossinostoses, ficam desassistidas de tratamento
adequado. O custo humano e social é imensurdvel ja que esses pacientes perdem a oportunidade
de se tornarem produtivos na vida adulta. Realmente o uso dos distratores para questées
ortodénticas na populacdo adulta ficaria em uma indicagéo secundaria. ”

Nas contribuicGes em que se declarou concordancia total ou parcial ndo se identificaram
argumentos compativeis com a opinido concordante.

Experiéncia profissional

Das 267 contribui¢cdes recebidas no formulario de opinidao ou experiéncia, 83 foram
contribuicdes de experiéncia profissional, sendo que todas apresentaram argumentacdes
positivas e/ou negativas. Destas, 79 tiveram alguma experiéncia com o equipamento avaliado e
45 tiveram alguma experiéncia com o equipamento avaliado e com outras tecnologias. As
argumentacoes apresentadas foram:

Argumentacdes Positivas

1. Distrator osteogénico mandibular

-Resultados previsiveis, possibilita reabilitacdo orofacial, melhora funcional
-Melhora na qualidade de vida/beneficios psicolégicos/socializacdo

-Possibilita tratamento durante a infdncia/melhora prognédstico de cirurgias
ortognaticas futuras para discrepancias esqueléticas graves

-Remodelacdo dssea e de tecidos moles

-Opcéo de escolha/bons resultados em deformidades severas

-Melhor recuperacdo pds-operatério/reducdo de tempo de UTI
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-Evita complicagdes mais dispendiosas/tragueostomia/procedimentos mais
complexos

-Nao ha necessidade de enxertos dsseos

-Baixa morbidade

2. Traqueostomia

-Melhora do desconforto/desobstrucdo respiratoria
-Mantém a funcionalidade das vias aéreas em casos mais severos
-Custo inicial mais baixo

3. Cirurgias ortognaticas tradicionais/outras técnicas cirdrgicas sem distrator/enxerto
Gsseo

-Menor custo

Argumentagbes Negativas
1. Distrator osteogénico mandibular

-Custo do equipamento

-Ha casos de recidivas

-Avanco final insuficiente

-Dificuldade de determinacdo do vetor de distracao
-Infecgbes

-Alteragbes na denticdo/perda de dentes

-Cicatrizes

-Lesdo do nervo alveolar

-Necessidade de treinamento para uso (incluindo familiares)
-Adaptacgdo (emocional, sono, higienizagdo, alimentagdo)
-Deslocamento do equipamento

2. Traqueostomia

-Procedimento paliativo; prolonga o tempo e custos de tratamento
-Morbidade elevada

-Afeta a qualidade de vida/necessidade de cuidador (higienizag¢do, secrecdo).
-Afeta o desenvolvimento da fala

-Risco de infeccdo

-Risco de deslocamento

-Risco de obstrucgao

-Evolugdo para 6bito

56



3. Cirurgias ortognaticas tradicionais/outras técnicas cirirgicas sem distrator/enxerto
dsseo

-N&o estd indicado em recém-nascidos (maior tempo com a deformidade dssea)

-Resultados aquém dos esperados/insatisfatorios

-Procedimentos mais complexos/retirada de enxertos

-Avancos 6sseos limitados/nao tem efeito nas hipoplasias severas/lesdo nos tecidos
moles

-Maior risco de recidivas

-Maior morbidade

Experiéncia como paciente

Das 267 contribuicdes recebidas no formuldrio de opinidao ou experiéncia, 7 foram
contribuicOes de experiéncia de paciente, sendo que nenhuma compativel com a situacao de
paciente, provavelmente porque a cirurgia é realizada com maior frequéncia em recém-nascidos
e criangas.

Experiéncia como cuidador ou responsavel

Das 267 contribuicdes recebidas no formulario de opinido ou experiéncia, 30 foram
contribuicdes de pessoas que se declararam como cuidadores ou responsaveis, sendo que todas
foram avaliadas. Destas, 23 tiveram alguma experiéncia com o equipamento avaliado, 10
tiveram alguma experiéncia com o equipamento avaliado e com outras tecnologias, e 7 tiveram
alguma experiéncia apenas com outras tecnologias. As argumentagdes apresentadas foram:

Argumentacgoes Positivas

1. Distrator osteogénico mandibular

-0 equipamento é fundamental no tratamento das doengas, que em sua maioria
de natureza sindromica, afetando o formato dos ossos da face, tem profundo
impacto na formacdo e desenvolvimento dos individuos além de causar
problemas funcionais e traumas psicoldgicos graves;
-0 uso do equipamento possibilitou a respiragdo sem apneia (sem saturacdo de
oxigénio), forca em degluticdo, ganho de peso, crescimento, alimentagado por via
oral e melhora na aparéncia (aumento da mandibula);
-Melhora na qualidade de vida;
-Possibilitou a correcdo da mandibula;
-Evitou ou possibilitou a retirada precoce da traqueostomia;
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-Possibilitou a retirada da gastrostomia;
-Reabilitacdo rapida
2. Aspiradores

-A passagem de ar fica maior e se respira melhor
3. Canula nasofaringea

-Procedimento menos invasivo;
-Melhora em casos menos severos de micrognatia em Sequéncia de Pierre
Robin;
-Ndo houve necessidade de distracdo osteogénica mandibular e nem
traqueostomia.

4. Traqueostomia

-“Tratamento da obstrugdo respiratéria com risco eminente de morte”

Argumentacoes Negativas
1. Distrator osteogénico mandibular

-Dificil acesso ao equipamento
-Custo alto do equipamento
-A cirurgia é um pouco agressiva
-Cicatrizes hipertroéficas
-Necessaria contengdo para evitar que as criangas danifiquem o equipamento
-Desconfortdveis e de dificil manuseio
2. Canula nasofaringea

-“Em muitos casos, a cdnula ndo é eficiente e o paciente continua tem episddios
de apneia”;
-“SOMENTE DA CERTO EM GRAUS LEVES DE SEQUENCIA DE PIERRE ROBIN GRAU
SEVERO SO SE CORRIGE COM DISTRACAO DE MANDIBULA”.

3. Traqueostomia

-“Limitador de qualidade de vida, muito invasivo”
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AVALIAGCAO GLOBAL DAS CONTRIBUICOES

Apds apreciacdo das contribuicdes encaminhadas pela Consulta Publica o plenario
considerou que apesar do alto custo do equipamento e impossibilidade de reutilizacdo, os
beneficios, principalmente para recém-nascidos e criancas com Sequéncia de Pierre Robin ou
Sindromes congénitas, quanto a resguardar esses individuos de procedimentos como a
traqueostomia ou minimizar o tempo em que permanecem traqueostomizados e a possibilitar
a retirada de sonda gastrica foram considerados de extrema relevancia em um contexto em que
nado ha tecnologias substitutivas. As contribuicdes, em sua maioria de profissionais de satide com
experiéncia no uso do distrator, reforcaram esses aspectos, apresentando as séries de casos
submetidos a distracdo osteogénica mandibular no pais. O procedimento foi associado a uma
melhora na reabilitacdo global desses individuos, em aspectos fundamentais a salde e
qualidade de vida tais como desenvolvimento do aparelho respiratério e estomatognatico,
socializagdo, desenvolvimento normal da fala, da alimentagdao com ganho de peso e crescimento
dentro da normalidade e da autoestima. Com relacdo aos custos, as contribuicdes dos
profissionais de salide apontam para uma recuperac¢do dos custos iniciais em longo prazo, uma
vez que a maior frequéncia e custos dos procedimentos médicos envolvidos no suporte dos
individuos tragueostomizados e que muitas vezes sdao submetidos, na fase adulta, a cirurgias
ortognaticas sdo expressivos.

Sendo assim, o plendrio da CONITEC entendeu que houve argumentacao suficiente para
alterar a recomendacgado preliminar.

10.RECOMENDAGAO FINAL DA CONITEC

Aos 07 (sete) dias do més de fevereiro de 2019, reuniu-se a Comissdo Nacional de
Incorporagdo de Tecnologias no SUS — CONITEC, regulamentada pelo Decreto n? 7.646, de 21 de
dezembro de 2011, e os membros presentes deliberaram por unanimidade recomendar a
incorporagcdao do distrator osteogénico para tratamento de deformidades cranio e
bucomaxilofaciais congénitas ou adquiridas, mediante negociacdo de preco e conforme
Protocolo do Ministério da Salude. Assinou-se o registro de deliberagdo n° 419/2019, pela
incorporacdo da tecnologia.
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11. DECISAO

PORTARIA N2 6, DE 18 DE FEVEREIRO DE 2019

Torna publica a decisdo de incorporar o
distrator osteogénico para tratamento de
deformidades cranio e buco-maxilo-faciais
congénitas ou adquiridas, no ambito do
Sistema Unico de Saude - SUS.

A SECRETARIA DE CIENCIA, TECNOLOGIA E INSUMOS ESTRATEGICOS - SUBSTITUTA, DO
MINISTERIO DA SAUDE no uso de suas atribuicdes legais e com base nos termos dos art. 20 e
art. 23 do Decreto 7.646, de 21 de dezembro de 2011, resolve:

Art. 12 Fica incorporado o distrator osteogénico para tratamento de deformidades cranio e
buco-maxilo-faciais congénitas ou adquiridas, mediante negociacdo de preco e conforme
Protocolo do Ministério da Saude, no ambito do Sistema Unico de Saude - SUS.

Art. 22 Conforme determina o art. 25 do Decreto 7.646/2011, o prazo maximo para efetivar a
oferta ao SUS é de cento e oitenta dias.

Art. 32 O relatdrio de recomendacdo da Comissdao Nacional de Incorporacdo de Tecnologias no
SUS (CONITEC) sobre essa tecnologia estara disponivel no endereco eletrbnico:
http://conitec.gov.br/.

Art. 49 Esta Portaria entra em vigor na data de sua publicagao.

VANIA CRISTINA CANUTO SANTOS

Publicada no Diario Oficial da Unido (DOU) n2 35, no dia 19/02/2019, se¢do 1, pagina 51.
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