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Figura: Coluna vertebral do individuo n® 71da Colecdo de Esqueletos
Identificados do sec. XXI. Radiografia convencional, fotografia em norma lateral direita

e fotografia em norma anterior, da esquerda para a direita, respetivamente.






“Whatever man does, wherever he is living,
deaths will continue to occur, often by violence, errors, or mistakes”

Pinheiro (2006: 35)
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Resumo

Objetivos: A Hiperostose Idiopatica Difusa (HID) € uma doenca reumatica
cronica, ndo inflamatoria, caracterizada por afetar as enteses raquidianas,
particularmente o ligamento vertebral comum anterior na regido antero-lateral direita do
segmento torécico, e extra-raquidianas. Os dois objetivos primordiais desta dissertacdo
foram estudar a prevaléncia e perfil epidemiologico desta doenca na Colecdo de
Esqueletos Identificados do séc. XXI (CEI/XXI) da Universidade de Coimbra e explorar
a possivel utilidade desta doenca para a Antropologia Forense, nomeadamente como
auxiliar no estabelecimento do perfil biologico (sexo e idade a morte) e o seu potencial

como fator de individualizacéo.

Metodologia: Os esqueletos da CEI/XXI foram selecionados com base nos
seguintes parametros: idade igual ou superior a 20 anos de idade a morte, sexo e idade
conhecidos, 58,3% da coluna vertebral observavel. A conjugacdo destes parametros
resultou num total de 227 esqueletos observaveis. O diagnéstico de HID foi realizado
segundo os critérios de Rogers e Waldron (2001). Para a realizacdo de radiografias
foram selecionados os esqueletos que apresentavam seis ou mais vértebras com

anquilose no ligamento vertebral comum anterior (n=20).

Resultados: A prevaléncia de HID na CEI/XXI foi de 18,1% (41/227), ao sexo
masculino pertenciam 25 (23,1%) individuos e ao sexo feminino 16 (13,4%). A média
de idade a morte dos individuos com HID (n=41) foi de 78,0 anos (d.p=10,9,
mediana=80,0, intervalo=31-92 anos). No sexo masculino apurou-se uma média de
idade de 70,4 anos (d.p.=8,0, mediana=82,0, intervalo=61-92 anos) e no sexo feminino
de 80,5 anos (d.p.=10,9, mediana=80,0, intervalo=31-92 anos). As diferencas entre a
idade a morte dos individuos com e sem HID ndo se revelaram estatisticamente
significativas. No entanto, foram encontradas diferencas estatisticamente significativas
entre 0s sexos e os individuos com e sem HID. A média do numero de vértebras com
anquilose do ligamento vertebral comum anterior no 0sso seco e na analise radiografica

foi muito semelhante.

Discussdo e conclusdo: A variavel idade a morte, apesar de ndo apresentar
diferencas significativas entre os individuos com e sem HID segue o padréo esperado e
notado noutros estudos de contexto clinico e paleopatoldgico. Também a variavel sexo

segue 0 padrdo da maioria dos estudos de contexto clinico e paleopatoldgico. Ou seja,
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existem mais individuos com HID do sexo masculino e a prevaléncia da doenca
aumenta com o aumento da idade & morte. Contudo, ndo nos permite tirar conclusdes
claras sobre a associa¢do da HID com a determinagdo do sexo e estimativa da idade a
morte. Apenas permite dizer que, perante um individuo com HID, a probabilidade deste
ser do sexo masculino € superior a de ser do sexo feminino e que é provavel gque tenha
mais de 40 anos de idade & morte. No que a anélise radiografica diz respeito, verificou-
se que a média de vértebras com anquilose no 0sso seco € praticamente igual a média
verificada na analise radiografica post mortem, permitindo assim sugerir que esta possa
ser uma ferramenta Util em Antropologia Forense como fator de individualizacdo. Para
se conseguir conclusbes mais assertivas quanto ao papel da HID na identificagdo
individual seria importante a presenca de Raio-X ante mortem dos individuos,

conseguindo-se assim fazer verdadeiras comparacdes entre dados ante e post mortem.

Palavras-Chave: HID; Antropologia Forense; Identificacdo; Fator de
identidade.
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Abstract

Aims: Diffuse idiopathic skeletal hyperostosis (DISH) is a chronic, non-
inflammatory rheumatic disease characterized by enthesial alterations, observed
particularly in the anterior longitudinal ligament in the right anterolateral thoracic
region and entheses of the appendicular skeleton. The two main aims of the present
dissertation are to study the prevalence of this disease in the University of Coimbra’s
21% Century Identified Skeleton Collection (ISC/XXI) and to explore the possible
usefulness of this condition in Forensic Anthropology, namely in aiding the
establishment of the biological profile (sex and age at death) and its potential as an

individualization factor.

Methodology: The ISC/XXI skeletons were selected according to the following
criteria: over 20 years of age at death, known sex and age at death, 58.3% of the
vertebral column observable (n=227). The diagnosis of DISH was performed according
to Rogers and Waldron (2001) criteria. The selection of individuals for radiographic
exam was based on the presence of six or more vertebrae with ankyloses through the

anterior longitudinal ligament (n=20).

Results: The prevalence of DISH in the ISC/XXI was 18.1% (41/227), 25
(23.1%/108) were male and 16 (13.4%/119) female. The mean age at death of
individuals with DISH (n=41) was 78.0 years of age (sd.=10.9, median=80.0, age
range=31-92 years of age). In males, the mean age was 70.4 years old (sd=8.0,
median=82.0, age range=61-92 years of age) and in females was 80.5 years old
(sd=10.9, median=80.0, age range=31-92 years of age). Differences between sex and
the age at death of individuals with and without DISH were not statistically significant.
The mean number of vertebrae with ankylosis of the anterior longitudinal ligament in

the dry bone and radiographic analysis was very similar.

Discussion and conclusions: The variable age at death, although not significant,
follows the expected pattern shown on other clinical and paleopathological studies. The
variable sex also follows the pattern of most studies. Meaning that there are more male
individuals with DISH and the prevalence of the disease grows with increasing age at
death. However, based on this, one cannot draw clear conclusions about the association
of DISH with determination of sex and age at death. It only allows us to say that an

individual with DISH is more likely to be male than female and is likely to be over 40
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years of age. Regarding the radiographic analysis, it was confirmed that the average of
vertebrae with ankylosis in the dry bone is very similar to the average verified in the
radiographic analysis. DISH can be an important element to Forensic Anthropology as
an individualization factor. In order to establish further conclusions about the role of
DISH in individual identification, future studies comparing ante mortem and post
mortem X-rays are needed.

Keywords: DISH; Forensic Anthropology; Identification; Identification factor.

XX



Agradecimentos

Findado o trabalho da presente dissertacdo, quero agradecer a todos os que
fizeram parte deste longo ano e que, direta ou indiretamente, contribuiram para que a

sua realizacdo fosse possivel.

Ao orientador, Professor Doutor Francisco Corte Real, pela prontiddo com que

aceitou orientar esta dissertacao e pela paciéncia ao longo deste trabalho.

A orientadora, Mestre Carina Marques, o0s seus conselhos, apoio,
disponibilidade, compreensdo, partilha de conhecimentos e, principalmente, pelos
"puxdes de orelha" que muito contribuiram para o sucesso deste trabalho. A Mestre 0s

meus profundos agradecimentos.

Ao Laboratério de Antropologia Forense e a Professora Doutora Eugénia Cunha
que, além de ceder, prontamente, 0 acesso a Colecdo de Esqueletos Identificada do séc.
XXI1 mostrou-se sempre disponivel para ajudar. Aos restantes colegas do laboratorio
pela ajuda com as caixas, pelo esclarecimento de duvidas e pela disponibilidade horaria.

A técnica de radiologia, Teresa Rafael, pela disponibilidade e colaboracdo na

realizacdo das radiografias convencionais.

Ao0s meus pais, Dulce e Jodo Paulo, pelo amor, forca e confianca no meu

trabalho, tudo o que sou hoje a vés o devo. Obrigada!
A familia por todo o carinho, apoio e por compreenderem a minha auséncia.

Ao meu namorado, Jodo Pimentel, pela ajuda na edicdo de fotografias, pelo
transporte do material osteoldgico até ao hospital, pelo incentivo, pela companhia,

seguranca, apoio e paciéncia e por todo o amor. Muito obrigada!

A Andréa Oliveira, pela partilha de conhecimentos, realizagdo do erro inter-
observador e pela prontiddo a ajudar em todas as etapas deste percurso. Obrigada!

A minha irma de coracdo, Lucia Mendes, que mesmo longe, sinto-te sempre
perto. Obrigada pela compreensdo da minha auséncia ao longo deste periodo, pela forca,

companheirismo e amizade de uma vida.

A Tatiana Fragata, pelos dias passados na biblioteca, pelo esclarecimento de
duvidas e pela troca de ideias sobre como fazer uma tese. A Joana Oliveira Dinis, pela

XXi



partilha da sua experiéncia e por me prevenir para o ano dificil que se aproximava. As
duas, pelas horas de almoco partilhadas, pela amizade, carinho, motivacéo e por nunca
deixarem cair o sentimento de que era possivel. A Sara Freitas e & Sara Figueira, pelas

palavras de apoio, que mesmo longe sempre ca chagaram.

A Daniela Vilas Boas, que sempre se disponibilizou a ajudar e foi um importante
auxilio em questdes relacionadas com a formatacdo. Bem como pela forca transmitida

ao longo deste projeto de mestrado.

Aos colegas de licenciatura e de mestrado, que de uma maneira ou de outra

contribuiram para a realizacdo deste trabalho.

XXii



[Esta pagina foi intencionalmente deixada em branco]






1. Introducao

No presente capitulo apresenta-se o estado da arte da hiperostose idiopatica
difusa (HID) com uma sucinta descricdo da doenca, dos seus critérios de diagnostico, e
caracterizacdo etioldgica e epidemioldgica. Serd apresentada uma compilagdo dos
principais estudos desenvolvidos em contexto clinico e paleopatologico. De seguida
sera dada énfase a Antropologia Forense e como para esta disciplina a HID pode ser

atil. Por fim serdo definidos os objetivos desta dissertag&o.

1.1. Hiperostose Idiopatica Difusa: definicdo e epidemiologia

A hiperostose idiopatica difusa (HID), € uma doenca cronica, nao inflamatoria,
do foro reumatico que afeta as enteses e ligamentos raquidianos e extra-raquidianos
(Resnick et al., 1978; Arlet e Maziéres, 1985; Smythe e Littlejohn, 1999; Nascimento et
al., 2014). As alteracbes da coluna vertebral resultam da ossificacdo do ligamento
vertebral comum anterior (LVCA), culminando frequentemente em anquilose. O 0sso
formado ao longo das vértebras tem aspeto de “cera de vela derretida”, sendo a
localizacdo preferencial a coluna tordcica, nomeadamente o aspeto antero-lateral dos
corpos vertebrais com predilecdo do lado direito. Contudo, todas as partes da coluna
podem ser afetadas (Resnick et al., 1978). Nas vértebras cervicais e lombares nao
parece haver preferéncia de lateralidade para os crescimentos ésseos. Estas
caracteristicas sdo bastante identificativas, exceto se existir uma doenca concomitante
que torne o diagnostico diferencial numa tarefa ardua (Rogers e Waldron, 2001).

Forestier e Rotes-Querol, em 1950, foram os primeiros a descrever a HID. O
nome proposto para a doenca foi senile ankylosing hyperostosis of the spine pois
enfatizava a hiperostose, lesdo mais forte da doenca, e os achados clinicos mais comuns,
rigidez e idade avancada (Forestier e Rotés-Querol, 1950). As designagdes atribuidas a
HID, antes e depois da descricdo de Forestier e Rotes-Querol (1950) tém sido varias e
ainda hoje ndo se encontra harmonizada. O termo mais comum para descrever a doenca
é diffuse idiopathic skeletal hyperostosis nos paises anglo-saxonicos (Resnick et al.,
1975) e maladie hyperostosique nos paises francofonos (Arlet e Mazieres, 1985). Em

Portugal designa-se normalmente de hiperostose idiopatica difusa (Azevedo, 2002) mas



também pode surgir como hiperostose vertebral anquilosante (Queiroz et al., 1974) ou
hiperostose esquelética idiopatica difusa (Ribeiro, 2011). Em Oliveira (2016)
encontram-se descritas algumas variantes terminoldgicas que a HID sofreu ao longo do
tempo.

Para alem do LVCA, outros ligamentos da coluna vertebral podem estar
ossificados, como o ligamento vertebral comum posterior (LVCP) e o ligamento
amarelo (LA) (Maziéres e Rovensky, 2000; Ngian e Littlejohn, 2010). O LVCP é
afetado na maioria das vezes na coluna cervical e o LA na coluna toracica e lombar
(Sarzi-Puttini e Atzeni, 2004). Pode ainda encontrar-se ossificado o ligamento supra-
espinhoso (LSE) que pode estar acometido em todas as zonas da coluna vertebral
(Rogers e Waldron, 1995).

N&o sé na coluna vertebral existem ossificacdes caracteristicas da HID. Tem
sido descrito o envolvimento das enteses extra-raquidianas, quer no contexto clinico
(Resnick et al., 1975; Nascimento et al., 2014) quer no paleopatolégico (Rogers e
Waldron, 2001; Ortner, 2003). As lesdes extra-raquidianas podem afetar qualquer 0sso
(Rotes-Querol, 1983), mas sdo mais frequentemente encontradas alteracGes das enteses
no olecranio ulnar, 0ssos coxais, patela, tibia e calcaneo (Resnick et al., 1975; Cammisa
etal., 1998).

Em paleopatologia, a HID tem sido descrita pela ossificagdo do LVCA com
aparéncia de cera de vela (candle wax) na superficie antero-lateral de trés vértebras
contiguas, mais proeminente na regido toracica direita, podendo ocorrer a fusdo da
coluna vertebral (Rogers e Waldron, 1995; Waldron, 2009; Holgate e Steyn, 2016).
Ainda na coluna vertebral é comum encontrar-se ossificado o LA e o LSE. Os espacos
das articulac6es apofisarias sdo mantidos bem como os espacos do disco intervertebral,
qguando ndo existe outra doenca em concomitancia (Rogers e Waldron, 1995). Os
ligamentos sacrais podem formar pontes bilaterais ou unilaterais e pode dar-se fusédo
para-articular da articulagdo sacroiliaca (Rogers e Waldron, 1995; Waldron, 2009). Tal
como no contexto clinico, no paleopatolégico as alteragdes extra-raquidianas mais
comumente afetadas sdo a inser¢do do masculo tricipite braquial na ulna, do musculo
quadricipite crural na patela, do ligamento patelar na tibia e do tenddo de Aquiles no
calcaneo (Rogers e Waldron, 1995; Waldron, 2009). Para o diagndstico de HID ndo é
necessario que as vertebras estejam fundidas, existindo esqueletos em que a ossificacao

do LVCA esta presente em varias vértebras contiguas, sendo 6bvio o diagndstico de



HID (Rogers e Waldron, 1995). Porém, a falta de experiéncia pode levar a confuséo
com outras doencas (Waldron, 2009).

Apesar da prevaléncia permanecer indeterminada, podemos dizer que
epidemiologicamente a HID é uma doenga comum, encontrada em 3-6% da populacéo.
As suas caracteristicas raramente sdo visiveis em jovens adultos (Resnick et al., 1978;
Nascimento et al., 2013), ndo se encontrando descrito nenhum caso em ndo adultos na
literatura. E uma doenca caracteristica de individuos de idade avancada, nomeadamente
a partir dos 40 anos de idade (Mazieres e Rovensky, 2000), em pessoas de meia idade e
idade avancada (Azevedo, 2002; Kiss et al., 2002a; Mazieres, 2013; Nascimento et al,
2014). E duas vezes mais prevalente em homens do que em mulheres (Sarzi-Puttini e
Atzeni, 2004). A prevaléncia aumenta para mais de 10% em homens com mais de 70
anos (Sarzi-Puttini e Atzeni, 2004).

Na literatura paleopatoldgica, a HID é comumente encontrada em cerca de 10%
dos individuos com mais de 65 anos e, tal como em contexto clinico, a prevaléncia no
sexo masculino é o dobro da do feminino (Ortner, 2003).

No que toca a diferencas populacionais e etnoculturais € mais comum em
populacdes de origem europeia, nos japoneses, nos indios Pima, em populacbes
africanas e judeus em Jerusalém, e menos frequente em afro-americanos (Childs, 2004).
As investigacdes tém mostrado que a HID é mais prevalente em paises desenvolvidos.
Esta prevaléncia pode ser influenciada pela maior facilidade de acesso a analises
radiogréaficas nos paises onde a doenca é mais frequente (Mader et al., 2013).

O registo paleopatoldgico tem realcado a relagdo entre a HID e determinado
estatuto social, ligando indiretamente o estilo de vida (estatuto social) a ocorréncia desta
doenca (Holgate e Steyn, 2016). A razdo pela qual o estilo de vida monastico ou o alto
estatuto social contribuira para prevaléncias elevadas de HID néo é clara. A explicacédo
sugerida podera residir nas atividades quotidianas nos mosteiros com uma provavel
associacdo com a dieta (Rogers e Waldron, 2001; Verlaan et al., 2007). Waldron (1985)
foi o primeiro a referir esta associa¢do sugerindo que a HID poderia ser uma doenca
caracteristica de determinadas atividades ocupacionais. Certo é que existem algumas
evidéncias que sugerem gue monges medievais, ou pelo menos abades e padres comiam
abundantemente e bem, no entanto, isso ndo confirma o diagndstico de que a dieta
monastica e a falta de exercicio induzissem corpuléncia/obesidade. A investigacao
levada a cabo por Rogers e Waldron (2001) com o intuito de ligar a HID a um estilo de

vida monastico ou de elevado estatuto social foi produzida em material arqueoldgico de

3



dois locais distintos de Londres, Wells Cathedral e Royal Mint. Em ambos os locais foi
recolhido material esquelético de cemitérios onde se enterrava a populacdo geral, mas
também de igrejas e capelas onde se enterravam padres e benfeitores. A prevaléncia de
HID encontrada em igrejas e capelas € significativamente maior do que a encontrada em
cemitérios comuns, sugerindo que € bastante improvavel que aconteca por coincidéncia.
Outro estudo analisou uma amostra esquelética da Idade de Ferro e outra do periodo
moderno na Lituania (Jankauskas, 2003). Em ambas as amostras houve correlagédo entre
a presenca de HID e o estatuto social mais elevado. No entanto, analisando 0s sexos
separadamente apenas existiam diferencas significativas entre 0s grupos sociais no sexo
masculino (Jankauskas, 2003). Seguindo a mesma suposicdo desta correlacdo, na
Holanda, numa populacdo de presumivel clero e alto estatuto social a HID foi
encontrada em nameros relativamente altos numa idade relativamente jovem
(x=49+13,0 anos), suportando assim a hipétese do estilo de vida monastico predispor a
HID (Verlaan et al, 2007). Em Florenca, apresentou-se o caso de dois esqueletos, Grand
Dukes Cosimo | (1519-1574) e seu filho Ferdinand I (1549-1609), que mostram
caracteristicas tipicas de HID (Giuffra et al., 2010). Dois membros de classe alta do séc.
XVII na Finlandia (Nufiez et al., 2013) e dois casos encontrados na necrépole da idade
romana na Hungria (Hlavenkova et al., 2013) corroboram esta premissa. Porém, esta
relacdo ndo € consensual. Apesar de todas estas associacOes, deve ter-se cuidado para
ndo assumir que cada esqueleto encontrado com HID deve ser necessariamente de um
monge ou individuo de elevado estatuto social (Waldron, 2009). S8o necessarios
estudos mais aprofundados para se perceber a ligacdo entre a vida monastica, a
obesidade e a diabetes mellitus tipo 2 (Waldron, 1985). A HID por si s6 ndo é, de forma
alguma, indicativa de estatuto social elevado (Jankauskas, 2003). Os estudos de Cunha
(1993) mostram percentualmente que a HID era mais frequente na populacdo estudada
do séc. XIX/XX que pertencia a estratos sociais mais baixos comparativamente a
populacdo medieval de classe média a alta. Nas dissertacfes de Ozga (2009) e Oliveira
(2016), a relacdo entre a HID e o elevado estatuto socioeconomico ndo foi verificada.
Os is6topos estaveis de 8*°C e 8*°N foram utilizados por Spencer (2008) para testar a
ligagdo da HID a excessos alimentares que apenas eram possiveis pelo estatuto
conferido pela vida monéstica. Esta investigadora utilizou amostras de 93 individuos
(46 sem HID, 34 com diagnostico definitivo, 7 provavel e 6 possivel), de nove locais
arqueoldgicos, pertencentes a vida monastica e ndo monasticos. Nao encontrou indicios

de que a HID esta ligada a vida monastica ou ao estatuto socioeconémico. No entanto,
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os valores de is6topos de 8*°N para a identificacdo da dieta indicaram que o consumo de
proteinas animais foram mais elevados nos individuos com HID do que nos individuos
sem HID. Miildner e Richards (2007) obtiveram os mesmos resultados, os individuos

com HID tinhas valores de §*°N mais elevados do que os individuos sem HID.

1.1.1. Critérios de diagnostico

Os critérios de diagndsticos para a HID ndo se encontram padronizados. Nos
estudos desenvolvidos os investigadores escolhem os critérios a utilizar ou optam por
definir os seus préprios critérios baseados nos critérios ja existentes (Julkunen et al.,
1971; Ozga, 2009; Plischuk e Inda, 2015). Existem varias publicac6es sobre os critérios
de diagndstico para a HID (e.g. Crubézy, 1990; Mader et al., 2012; Maziéres, 2013).
Seguidamente é apresentada uma sintese dos critérios de diagndstico que mais diferem
entre si e sdo citados na literatura com maior frequéncia. Sdo apresentados critérios
desenvolvidos em contexto clinico (Forestier e Rotés-Querol, 1950; Julkunen et al.,
1975; Resnick e Niwayama, 1976; Arlet e Mazieres, 1985; Utsinger, 1985) e
paleopatologico (Crubézy, 1990; Rogers e Waldron, 2001).

Como ja referido, os primeiros a descrever esta doenga foram Forestier e Rotés-
Querol em 1950, num estudo de contexto clinico. Caracterizaram a HID pela existéncia
de crescimentos 6sseos do corpo vertebral que se estendem desde uma vértebra até a
outra. Estes crescimentos estdo frequentemente presentes na regido antero-lateral do
lado direito da coluna torécica, sendo que se podem estender do &xis ao sacro. Na regido
toracico-lombar e lombar a ossificacdo pode cobrir também o lado esquerdo e anterior
dos corpos vertebrais. A hiperostose apresenta um espessamento consideravel ao nivel
dos discos intervertebrais mas ndo tém ligacdo com ele.

Julkunen e colaboradores (1975), no seu estudo, em contexto clinico, na
populacdo da Finlandia consideraram a HID aquando da presenca de uma ponte dssea
proeminente e completa conectando duas vértebras em dois ou mais locais diferentes da
coluna torcica.

O criterio mais utilizado, em contexto clinico, para o diagndstico da HID é o de
Resnick e Niwayama desenvolvido em 1976 (Mader et al., 2009). Para o diagnostico
definitivo da doenga é necessario: 1) ossificacdo ou calcificacdo exuberante, de pelo
menos quatro corpos vertebrais contiguos, ao longo da face antero-lateral com ou sem

crescimentos 0sseos nos corpos afetados; 2) relativa preservacdo da altura dos discos

5



intervertebrais nas regides afetadas e auséncia de extensas alteracdes de DDD; 3)
auséncia de anquilose 6ssea das articulacfes apofisarias e erosdo, esclerose ou fusdo das
articulacdes sacroiliacas. Estes trés critérios permitem a distingdo de osteofitose, DDD e
EA, respetivamente (Resnick e Niwayama, 1976).

Arlet e Maziéres (1985) propuseram alteracdes aos critérios de Resnick e
Niwayama (1976), definindo, clinicamente, a HID pela ossificagdo ou calcificacdo
exuberante, devendo afetar pelo menos trés corpos vertebrais contiguos. Sugeriram que
0s espacos do disco intervertebral nem sempre aparecem preservados, passando a incluir
assim o0s casos em que coexiste a HID com a DDD. As lesdes a nivel da articulacédo
sacroiliaca sdo proprias da HID e caracterizadas por pontes 6sseas para-articulares.

Uma outra revisdo, em contexto clinico, aos critérios de Resnick e Niwayama
(1976) foi feita por Utsinger (1985) que caracteriza a HID sob trés formas, definitiva,
provavel e possivel. Os critérios propostos sdo: 1) ossificacdo continua e antero-lateral
de pelo menos 4 corpos vertebrais contiguos, primariamente na coluna toracolombar; 2)
ossificacdo continua e antero-lateral de pelo menos dois corpos vertebrais; 3) entesofitos
simétricos e periféricos na parte posterior do calcanhar, parte superior da patela ou
olecranio, com a margem do osso cortical bem definida. Para um diagnostico de HID
definitivo basta existir o critério 1, para o provavel o0 2 e 3 e para o possivel 0 2 ou 0 3.
Utsinger (1985) exclui dos seus critérios a afetacdo da altura do disco intervertebral e a
anquilose das articulacdes apofisarias e inclui os critérios extra-raquidianos.

Em contexto paleopatoldgico, Crubézy, em 1990, referiu que existem efeitos
0sseos importantes que ndo entram nos critérios de diagndstico desta doenca. Referiu
que a articulagdo coxofemoral estd frequentemente afetada, o LVCP pode ser afetado e,
para além dos enteséfitos extra-raquidianos que refere Utsinger (1985), sao
frequentemente afetados 0 ombro, nomeadamente o acromio, tubérculo maior do imero
e o sulco bicipital, a pélvis e a inser¢do do ligamento cuneiforme na tibia.

Os critérios de Rogers e Waldron (2001) foram desenvolvidos exclusivamente
para estudos paleopatoldgicos (Holgate e Steyn, 2016). Rogers e Waldron (2001)
caracterizam a HID como sendo uma doencga que causa hiperostose da coluna vertebral,
confinada ao lado direito da regido toracica, afetando pelo menos trés vértebras, com ou
sem anquilose. E obrigatdria a presenca de ligamentos ou enteses extra-raquidianas
ossificadas. Estes critérios de diagndstico irdo ser abordados com mais detalhe no

subcapitulo 2.2.1. deste trabalho.



O diagnostico errado de HID, bem como a concomitancia desta com outras
doencas, acontece frequentemente na préatica clinica, e no contexto paleopatolégico.
Agquando da leitura de publicagbes antigas deve ter-se em conta o desconhecimento da
HID como uma identidade prépria. Nos estudos paleopatoldgicos, a HID foi
frequentemente confundida com outras doencas, com osteofitose, espondilite
anquilosante (EA) (Crubézy, 1990) e doenca degenerativa do disco (DDD) (Maziéres e
Rovensky, 2000). Forestier e Rotés-Querol, em 1950, depararam-se desde logo com a
dificuldade no diagnédstico diferencial. A HID desenvolve-se maioritariamente em
pessoas idosas onde a osteoartrose pode co-existir pelo que as caracteristicas de ambas
podem ser encontradas em conjunto. As alteracGes antero-laterais diretas, na coluna
toracica, permitem um diagnostico correto de HID, mesmo quando a osteoartrose esta

em concomitancia (Forestier e Rotes-Querol, 1950).

1.1.2. Estudos em contexto clinico e paleopatolégico

Desde que Forestier e Rotés-Querol (1950) descreveram a doencga, diversos
estudos paleopatoldgicos e clinicos tém surgido sobre a HID. Esta doenca ja foi
observada em todos os continentes (Mader et al., 2013). Encontra-se descrita em
dinossauros, répteis pré-histéricos (Rotschild, 1987) e outros animais (Kranenburg et
al., 2014), sendo todos espécimes cronologicamente de idade mais avancada, tal como
acontece na espécie humana (Rotschild, 1987). Estudos paleopatoldgicos em
populacdes antigas ja identificaram a doenca em neandertais (Crubézy e Trinkaus, 1992;
Trinkaus et al., 2008), mumias egipcias, esqueletos romanos e populacdes britanicas
(Smythe e Littlejohn, 1999). Estudos tém sido feitos em vérias populagdes de diferentes
locais e temporalmente separadas (Spencer, 2008).

Em contexto clinico, o primeiro estudo foi o de Forestier e Rotés-Querol, em
1950, numa amostra de 9 individuos radiografados e 2 espécimes de autdpsia. Os
individuos afetados eram todos de idade avangada (50 a 73 anos) e foi verificada uma
tendéncia para afetar homens (todos os individuos estudados eram do sexo masculino).
O sintoma mais usual era a rigidez da coluna e as articulacbes periféricas s6 estavam
afetadas em dois casos. A obesidade foi caracteristica em seis dos nove individuos
estudados.

Na paleopatologia, o diagnostico mais precoce foi feito por Lagier e Baud, em

1978, num estudo anatémico e radiolégico em esqueletos macerados. A primeira
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investigacdo paleoepidemioldgica em populacbes antigas foi feita por Rogers e
colaboradores (1981) em esqueletos medievais e saxonicos (Crubézy, 1990).

No que ao espaco geogréfico diz respeito foram realizados, em contexto clinico,
estudos na Ameérica (Resnick et al., 1975; Spagnola et al., 1978; Utsinger, 1985;
Boachie-Adjei e Bullough, 1987; Weinfeld et al., 1997), no Japdo (Kagotani et al.,
2015; Hirasawa et al., 2016), Inglaterra (Vernon-Roberts et al., 1974; Mata et al.,
1997), Italia (Pappone, 1996; Pappone et al., 2015), Holanda (Westerveld et al., 2008),
Hungria (Kiss et al., 2002b) e Finlandia (Julkunen et al., 1971; Julkunen et al., 1975).
Em Portugal ndo foi encontrado nenhum estudo epidemioldgico de contexto clinico.

Quando passamos a falar da literatura paleopatoldgica é importante referir os
locais e 0 tempo cronoldgico a que a amostra se reporta. No continente americano foram
feitos estudos numa colecdo contemporanea (séc. XX) da Argentina (Plischuk e Inda,
2015), nos EUA, numa amostra pré-colombiana (Smith et al., 2013), numa amostra dos
séculos XIX-XX da Terry Collection (Wilczak e Mulhern, 2012), final do séc. XIX e
numa amostra do inicio do séc. XX (Ozga, 2009) e, no Chile, em mumias e esqueletos
do norte datados de 7000 a.C. a 1530 d.C. (Arriaza, 1993). No continente asiatico os
estudos tém sido feitos maioritariamente no Japdo em diferentes periodos culturais
como o Periodo Edo de 1603 a 1867 (Suzuki et al., 1993), entre 1500 a.C. a 300 a.C. e
entre os anos 500 e 900 d.C. (Oxenham et al., 2006). Em Africa os estudos recaem
sobre mumias e esqueletos do antigo Egipto, do meio do séc. XIX (Rogers et al., 1985)
e mumias reais do Egipto da 182 e 20?2 dinastias (Saleem e Hawass, 2014). No Reino
Unido foi estuda a populacdo medieval (Waldron, 1985; Mays, 2000; Rogers e
Waldron, 2001; Miildner e Richards, 2007; Spencer, 2008). Na Europa foram, ainda,
feitos estudos em necrépoles Romanas (séc. 1V) na Hungria (Hlavenkova et al., 2013),
em sitios do séc. XVII na Finlandia (Nufiez et al., 2013), duas séries esqueléticas do
séc. XVI e uma de disse¢Oes anatomica na Holanda (Van der Merwe et al., 2012) e do
séc. | e 1l (Verlan et al., 2007), em esqueletos do séc. XVI em Florenca, Italia (Giufra et
al., 2010), dos sec. VI a VIII em Franca (Vidal, 2000) e no cemitério do convento
Soeurs Grises em Franca do séc. XV ao XVIII (Kacki e Villotte, 2006), na Lituania uma
série do primeiro e segundo milénios (Jankauskas, 2003).

Em Portugal foram ja efetuados alguns estudos sobre a prevaléncia da HID. Foi
desenvolvido um estudo comparativo entre duas séries de esqueletos uma da época
medieval, entre o séc. XII e XV, e outra do séc. XIX e XX (Cunha, 1993), na Colecéo

de Esqueletos Identificados do Museu Bocage de Lisboa do final do séc. XIX inicio do
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séc. XX (Marques e Matos, 2014) e, mais recentemente foi desenvolvido um estudo na
Colecéo de Esqueletos Identificados da Universidade de Coimbra que nos reporta dados
de meados do séc. XI1X a meados do XX (Oliveira, 2016).

A prevaléncia da HID varia imenso, quer em estudos de contexto clinico quer
paleopatologicos. (Julkunen et al., 1971; Cunha, 1993; Smith et al., 2013; Pappone et
al., 2015). A prevalecia masculina € reportada pela maioria dos estudos em ambos 0s
contextos de investigacdo, bem como o aumento da prevaléncia com a idade (Rotés-
Querol, 1983; Rogers e Waldron, 1995; Azevedo, 2002; Ortner, 2003)

1.1.3. Etiologia

A etiologia da HID permanece em discussdo, ndo existindo consenso sobre 0s
fatores que poderdo estar na sua origem. Apesar disso, as doengas metabdlicas (Mader
et al., 2009) e cardiovasculares (Mader e Lavi, 2009) aparentam ser as que estdo mais
ligadas a HID. Algumas investigacdes tém sugerido a etiologia da doenca ligada a
fatores genéticos (Tsukahara et al., 2005) ou microtrauma (Pappone et al., 1996). No
entanto, outras investigacOes refutam que a etiologia da HID esteja ligada a doengas
cardiovasculares (Zincarelli et al., 2012), diabetes mellitus (Sencan et al., 2005) ou
fatores genéticos como o HLA (Spagnola et al., 1978).

Desde Forestier e Rotes-Querol (1950) que a ligacdo entre a HID e obesidade
surge. Varios sdo os estudos que ligam a diabetes mellitus e a obsesidade a pessoas com
HID (Arkkila e Gautier, 2003; Kiss et al., 2002a), no entanto, ndo existe consenso,
existindo investigadores que refutam esta teoria (Sencan et al., 2005).

Orden e colaboradores (2014) encontraram uma associagdo significativa entre
HID e esclerose da vélvula adrtica, sendo a maior prevaléncia de esclerose da valvula
adrtica em pacientes com HID face aos que ndo tinham a doenca. Acredita-se que o0
fornecimento de sangue arterial a coluna vertebral é o espelho que reflete o processo de
formacdo de 0sso novo e demonstra que a HID é um processo ativo de ossificacdo. O
fornecimento de sangue as vertebras é um fator de predisposi¢do que contribui para o
inicio, progressao e localizagcdo da HID (Miedany et al., 2000).

Miyazawa e Akiyama (2006) encontraram associacdo significativa entre a
estenose ou oclusdo da artéria cerebral média, significativamente mais elevada nos
pacientes com HID. Esta enfermidade podera estar relacionada também a um aumento

do risco de acidente vascular cerebral e doencas cerebrovasculares. Um outro estudo
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testou igualmente a associacdo entre a HID e fatores tradicionais de risco vascular em
pacientes diagnosticados previamente com doencas cardiovasculares. No entanto, 0s
sujeitos com e sem HID mostraram uma prevaléncia similar de todos os fatores
tradicionais de risco vascular (Zincarelli et al, 2012).

A associacdo entre a HID e mieloma mdltiplo foi investigada por Scutellari e
colaboradores (1995). Os resultados foram positivos, sendo a prevaléncia da HID e
mieloma multiplo é mais elevada do que no grupo controlo ou na populacdo geral
(Scutellari et al., 1995).

A associacdo da HID com fatores genéticos tem, igualmente, sido investigada.
Recentemente foi associada a variantes de nucledtidos de COL6A1l, mais
especificamente 0 COL6ALl e examinado para a suscetibilidade de ossificagdo do
LVCP, num grupo de japoneses e noutro de checos. Foi encontrada uma associacao
significativa entre este gene e a doenca para 0 grupo de japoneses, mas nao para 0s
checos (Tsukahara et al., 2005). A coexisténcia de HID e o antigene HLA foi também
pesquisada. Devido ao facto de existir uma elevada prevaléncia de HID e de HLA-B27
em indios Pima pensou-se que poderia existir uma associacdo entre estas duas
prevaléncias. No entanto, nenhuma associacao significativa foi encontrada (a frequéncia
do antigene foi encontrada similarmente ente os pacientes com HID, 16,0%, e os do
grupo controlo, 20,0%), ndo podendo ser classificada pelo HLA-B 27 associado as
espondiloartropatias (EP) (Spagnola et al., 1978).

Alguns estudos tém comprovado que os pacientes com HID apresentam um
indice de massa corporal e uma circunferéncia da cintura significativamente elevada,
sendo significativamente mais propensos a ser afetados por disturbios metabdlicos do
que os pacientes sem HID (Mader et al., 2009). Mader e Lavi (2009) estudaram trés
grupos distintos de pacientes, grupo A com HID abaixo dos 50 anos, grupo B pacientes
com osteoartrose e 0 grupo C com HID depois dos 60 anos. Constatou-se que 0 grupo A
era mais propenso a obesidade e a ter um historial familiar com hipertensdo ou diabetes
mellitus do que o grupo B. Sugerindo que as anormalidades metabdlicas associadas a
HID tém um risco significativo de propensdo de desenvolvimento em pacientes com
esta doenga. Assim sendo, o diagndstico precoce da doenca tem implicacdes préaticas
para prevenir o risco de desenvolver distdrbios metabolicos, bem como o risco de
desenvolver doencas cardiacas (Mader e Lavi, 2009). O risco de desenvolver doencas
cardiacas coronérias foi significativamente mais elevado em pacientes com HID (Mader
et al., 2009).
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Estudos tém demonstrado que a insulina pode realcar outros fatores de
crescimento e essas hormonas de alguma maneira influenciam o crescimento de 0sso
(Littlejohn, 1985). Uma outra investigacdo prop0s que a insulina e fatores de
crescimento semelhantes a insulina promove o crescimento de 0sso nas regides de
enteses, 0 que parece explicar a associacdo da diabetes mellitus as desordens musculo-
esqueléticas (Arkkila e Gautier, 2003). Foi sugerido que a insulina, através da
capacidade para promover diferenciacdo de células mesenquimais pode contribuir para a
calcificacao e ossificacdo das enteses que é o principal processo desta condi¢cdo (Mader
et al., 2009). O novo 0sso € sintetizado por osteoblastos, células de origem
mesenquimal que participam na formagdo 6ssea membranosa e endocondral. Uma
doenca dssea pode desenvolver-se devido a um desequilibrio entre a perda e formacéo
Ossea, mas também pode resultar de trauma, infecdo, inflamacdo ou neoplasia. A
formacdo anormal de o0sso pode ocorrer em resposta a estimulos mecanicos,
inflamatorios e metabdlicos, podendo estar localizada no 0sso ou nos tecidos moles
(Vlam et al., 2006). A ossificacdo das enteses pode estar relacionada a diferenciacao
anormal osteoblastica das células do tronco mesenquimal, normalmente encontradas a
volta dos discos intervertebrais, no periosteo vertebral, LVCA e LVCP (Berthelot et al.,
2013).

1.1.4. Sinais, sintomas e tratamento

A HID esta ainda mal definida e muitos médicos nédo estdo familiarizados com as
suas caracteristicas clinicas e radioldgicas. E considerada uma doenca assintomatica
(Mader et al., 2013; Nascimento et al., 2014) e benigna (Azevedo, 2002), por isso esta
enfermidade ndo tém merecido muita atencdo por parte dos clinicos (Mader et al.,
2013). Alguns autores argumentam que a HID é uma excentricidade radiolégica sem
relevancia clinica (Mader e Verlaan, 2012), todavia, outros caracterizam-na como uma
doenca com entidade propria, com caracteristicas radiograficas e patologicas que
diferem consideravelmente de outras doencas que com ela podem ser confundidas
(Resnick e Niwayama, 1976; Resnick et al., 1978). Muitas vezes 0s pacientes com esta
condicdo sdo vistos por ortopedistas e radiologistas para transtornos reumaticos
coexistentes e o0s sintomas da HID s&o obscurecidos por essas mesmas doencas
(Resnick et al., 1978). Forestier e Rotes-Querol em 1950 ja a consideraram uma doenca

que traria poucos problemas para o doente e que a rigidez a nivel da coluna era bem
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tolerada. Quando os sintomas surgem sdo distintos dos demais disturbios da coluna
vertebral e podem causar dor significativa e incapacidade (Al-Herz et al., 2008). As
manifestacdes clinicas da HID variam consoante a gravidade e o local afetado, a maioria
ocorrendo devido a alteracdo da fisionomia esqueleto (Terzi, 2014).

A HID provoca dor nas costas a nivel cervical, toracico e/ou lombar, afetacéo
das articulacdes periféricas (Nascimento et al., 2014; Terzi, 2014; Holgate e Steyn,
2016), rigidez matinal, reduzida amplitude de movimentos (Mader et al., 2013;
Nascimento et al., 2014; Terzi, 2014), disfagia, obstrucdo das vias aéreas (Nascimento
et al., 2014), perda de altura, doenca de refluxo, dificuldade na intubacdo e pneumonia
por inspiragéo (Terzi, 2014).

A rigidez da coluna, manifestagdo mais importante, resulta do crescimento e
anquilose do LVCA. E habitualmente uma queixa dolosa de ligeira a moderada,
podendo evoluir consoante a extensdo da ossificacdo e/ou anquilose. As queixas
dolorosas sdo igualmente frequentes e a sua origem € dificil de distinguir visto que
geralmente estdo associadas a alteracfes degenerativas da coluna (Azevedo, 2002).
Estudos comparativos em homens com e sem HID indicaram que a dor nas costas
ocorre menos em individuos sem HID. Estudos contraditdrios revelam efeitos clinicos
profundos de HID, que dependem da localizacéo e gravidade de manifestacdes (Mader e
Verlaan, 2012).

A maioria dos pacientes ndo necessitam de tratamento e raramente procuram
acompanhamento médico dada a auséncia de sintomas da doenca (Hannallah et al.,
2007; Mader et al., 2013). O tratamento da doenca é parco (Al-Herz et al., 2008) visto
que ainda nao foram feitos estudos bem definidos que avaliem a eficacia de qualquer
tratamento para esta doenca (Nascimento et al., 2014). Medicamentos anti-inflamatérios
ou radioterapia de baixa intensidade podem reduzir a formacdo de osso apesar de
nenhum tratamento ter sido sugerido para alterar o curso natural da HID (Al-Herz et al.,
2008). Talvez devido ao longo periodo que esta doenca demora a ser detetada, estudos
tém demonstrado que ela leva cerca de uma década a ser notada em radiografia (Mader
etal., 2013).

As intervencgdes terapéuticas sugeridas onde se obteve sucesso clinico sdo a
reducdo de peso e o aumento da atividade fisica, fisioterapia, alteracdes alimentares para
uma dieta mais saudavel, sendo o tratamento sintomatico feito através de analgésicos,
sedativos, medicamentos anti-inflamatoérios e relaxantes musculares (Azevedo, 2002;

Mader et al, 2013; Nascimento et al., 2014). As intervengdes cirdrgicas na auséncia de
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fraturas sdo raramente necessarias, exceto em casos de estenose grave da coluna,
osteofitos cervicais de grandes dimensdes ou obstrucdo das vias aéreas (Mader et al.,
2013). Vérios casos de disfagia e obstrucdo das vias aéreas causadas por HID tém sido
descritos na literatura (Marcal et al., 2010; Verlaan et al., 2011; Dutta et al., 2014;
Murayama et al., 2015). A prevencédo e tratamento de comorbidades como as anomalias
metabdlicas devem ser despistadas (Ribeiro, 2011) devido ao risco de desenvolver

doengas cardiovasculares.

1.2.  Antropologia Forense

“Forensic anthropology represents the application of knowledge and techniques
of physical anthropology to problems of medicolegal significance” (Ubelaker, 2006: 4).

Os objetivos do antropdlogo forense sdo geralmente ajudar na identificacdo de
restos humanos, ajudar a entender o que aconteceu, especialmente quando a evidéncia
de crime esta presente (Ubelaker, 2006). Em Antropologia Forense é comum ouvir-se
falar das dez questBes chave. Se é ou ndo é 0sso, se € humano, se € moderno, que 0SS0S
estdo presentes, se existe mais do que uma pessoa presente (Pickering e Bachman,
2009a), os quatro parametros do perfil bioldgico (sexo, idade, afinidades populacionais
e estatura) e, por ultimo, mas ndo menos relevante, quais os fatores de identidade,
morfolégicos, patoldgicos e distintivos daquele individuo (Cunha, 2006; Pinheiro e
Cunha, 2006).

Nesta investigacdo existe a tentativa de entender a importancia da HID em trés
questdes da Antropologia Forense, o estabelecimento do sexo, idade a morte e fatores
de individualizacdo. Atualmente o parametro do perfil bioldgico pode ser estabelecido
através de métodos morfoldgicos, métricos ou moleculares (Berg, 2013). Quando de
trata de métodos morfoldgicos o sexo é determinado através da morfologia do 0sso
iliaco e do cranio (Buikstra e Ubelaker, 1994). A analise métrica é realizada na pélvis,
cranio e 0ssos longos (Buikstra e Ubelaker, 1994). A analise molecular é realizada
através de um teste de ADN para testar a presenc¢a ou auséncia do cromossoma-Y (Berg,
2013).

Geralmente a idade a morte, na idade adulta, é estabelecida através das suturas
cranianas (Masset, 1989), o método de Suchey-Brooks pelas alteracbes da sinfise pubica

ao longo da vida (Brooks e Suchey, 1990), método de Lovejoy aplicado aos padrdes que
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a superficie auricular vai adquirindo (Lovejoy et al., 1985; Meindl e Lovejoy, 1989), o
método de Iscan e colaboradores (1984) aplicado na extremidade esternal das costelas
onde as alteragOes degenerativas aumentam com o avangar da idade (Loth e Iscan,
1989) e 0 método de Lamendin pela transparéncia radicular que comeca a ser notéria a
partir de certa altura da vida (Lamendin et al., 1992). Outros métodos podem ser
utilizados, como dentarios (desgaste e abrasdo, alteracdo da cor, retracdo gengival,
deposicao de cimento, reabsorcéo da raiz, alteragdes regressivas na polpa, perda de agua
na dentina, deposicdo de dentina secundaria) sugeridos por Bang (1989), morfologicos,
como a cartilagem tiroideia, escapula, esterno (Loth e Iscan, 1989) ou radiograficos,
nomeadamente a avaliacdo da desmineralizagcdo ou osteoporose (Sorg et al, 1989).

Sendo que as alteragOes degenerativas padronizadas, de algumas partes do
esqueleto sdo utilizadas para estimar a idade a morte, sera que, a HID como doenca
caracteristica de idades avangadas, pode servir como auxiliar na estimativa da idade a
morte? Em estudos, de contexto clinico e paleopatoldgico, o sexo e a idade tém sido
muitas vezes associados a doenca a investigar (Marques e Matos, 2014; Kagotani et al.,
2015; Oliveira, 2016). Se 0 sexo e a idade realmente forem significativos para o
desenvolvimento da HID, talvez se possa dizer que perante um individuo com HID
existe mais chance de ser um homem e que a probabilidade de ter mais de 40 anos é
elevada.

A identificacdo positiva de um individuo depende quase sempre de
caracteristicas idiossincraticas. A procura e observacdo de caracteristicas esqueléticas
distintas implica a distincdo entre pseudopatologia, alteracdo morfoldgica e patologia
(Cunha e Cattaneo, 2006). Por vezes s6 a experiéncia do antrop6logo, nomeadamente
do antropologo forense com olho treinado, pode fazer esta destrinca, bem como indicar
quais 0s tracos esqueléticos mais Uteis para a identificacdo e a capacidade para
descrever as alteracBes que as patologias Osseas possam ter no estilo de vida do
individuo (Cunha e Cattaneo, 2006). A identificacdo individual baseia-se em métodos
de comparacao radiografica, comparacdo de registos (como procedimentos cirurgicos,
padrbes dentérios, patologias e irregularidades) e sobreposicéo craniofacial (Christensen
e Anderson, 2013).

Do exame post mortem faz parte uma analise radiologica como procedimento
padrdo, por isso, a comparagcdo entre caracteristicas ante e post mortem aguando a
presenca de uma identificacdo presumida é muitas vezes feita com base em estudos

radiograficos, excluindo ou fortificando as suspeitas da identidade do individuo
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(Klepinger, 2006). Atualmente, a comparacao radiografica para identificacfes positivas
é baseada na opinido do especialista que o realiza com o conhecimento da morfologia
dos 0ss0s, que avalia um determinado conjunto de caracteristicas recolhidas em registos
ante e post mortem. A variacdo radiografica dos registos ante mortem dos individuos,
quer em termos de qualidade quer do tipo de radiografia efetuado, é notério quando se
utilizam radiografias nos processos comparativos post mortem. Posto isto, é necessario
estabelecer um sistema para fazer comparacfes radiograficas que tenha em conta
elementos do esqueleto que possam constar dos registos médicos radiograficos dos
individuos. As identificacBes positivas devem ser fundamentadas com caracteristicas
que tenham sido submetidas a testes estatisticos e provadas como sendo Unicas de
determinado individuo (Ross et al., 2016).

1.3. Objetivos

Para esta investigacdo propdem-se dois objetivos primordiais. Um deles prende-
se com o estudo da epidemiologia da HID na CEI/XXI, o segundo é explorar a utilidade
desta doenga para a Antropologia Forense.

Tendo em méos a CEI/XXI, uma colecdo extremamente envelhecida (x=77,5
anos; d.p.=14,6, mediana=81, intervalo=25-100 anos, N=267) e atual, torna-se
pertinente estudar uma doenca cuja prevaléncia aumenta com a idade numa populacéo
da atualidade. A prevaléncia e epidemiologia da HID serd estudada com recurso a
visualizagdo direta do 0sso seco e analise radiografica convencional. A preponderancia
do sexo masculino sobre o feminino para desenvolver HID, o aumento da prevaléncia
com a idade serdo variaveis a analisar, bem como a frequéncia das regides raquidianas e
extra-raquidianas mais afetadas. O estudo comparativo engloba a comparacdo dos
resultados deste estudo com os dados da Colecdo de Esqueletos Identificados do Museu
Bocage, Lisboa (Marques e Matos, 2014) e da Colecdo de Esqueletos Identificados da
Universidade de Coimbra (Oliveira, 2016) visto serem cole¢des geograficamente
proximas e pouco distantes temporalmente. Serd também efetuada a comparagdo com
estudos paleopatoldgicos e clinicos ja efetuados e descritos na literatura existente.

Ird ser explorado o potencial que esta doenca podera ter para auxiliar no
estabelecimento do perfil biolégico, nomeadamente, para o sexo e idade a morte em

Antropologia Forense. No que concerne ao potencial da doengca como fator de
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individualizacdo ira ser explorado o facto de ndo existirem duas alteragcdes patologicas
Osseas iguais em dois individuos.

A analise radiografica tem como finalidade a confirmagdo da preservacdo da
altura dos espacos intervertebrais bem como a preservacao das articulages apofisarias.
Serdo, ainda, comparadas as anquiloses 0sseas do LVCA entre a observacdo do 0sso

seco e a radiologia convencional efetuada.
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2. Material e Métodos

No seguinte capitulo sdo apresentados o material e os métodos utilizados para
realizar esta dissertacdo. Inicialmente é apresentada a CEI/XXI, definidos os critérios de
selecdo da amostra e exposta a descricdo da amostra. De seguida sdo definidos os
critérios de diagndstico da HID, o diagnostico diferencial, as fases de observagédo e o
erro inter-observador. Sera ainda referida a analise radiogréfica, o registo fotogréfico e a

analise estatistica.

2.1. Material

2.1.1. Colecéo de Esqueletos Identificados do Século XXI

As colecdes de esqueletos identificados sdo uma fonte de informacéo
inestimavel para a investigacdo em disciplinas que colocam questdes ao material
esquelético (Cunha e Wasterlain, 2007). Para a antropologia elas podem ser vistas como
um verdadeiro laboratério, permitindo a validacdo de métodos osteoldgicos. Na
Antropologia Forense as colecdes osteoldgicas tiveram e continuam a ter um valor
incalculavel, visto que permitiram a validacdo de métodos para aferir o perfil biologico
individual (sexo, idade, estatura e ancestralidade) e também o estudo de alteracdes
patoldgicas que possam ser fundamentais para identificacdo individual (Cunha e
Wasterlain, 2007).

Desde o final do séc. XIX que, em Portugal, se tem instigado o desejo de criar
colecbes que nos permitam aceder a informacdo do passado (Cardoso, 2006). A
primeira a surgir em Portugal foi a Colecdo Ferraz de Macedo (Cardoso, 2006), mais
tarde substituida pela Colecdo Luis Lopes ou Nova Colecdo de Lisboa (Cardoso, 2006;
Curate, 2010), pertencentes ao Museu Bocage. Em Coimbra surgiu primeiramente a
Colecao Escolas Médicas, seguindo-se a Colecdo das Trocas Internacionais e a Colegéo
de Esqueletos Identificados (Rocha, 1995). Todas elas do séc. XIX e XX . Com o

avangar dos tempos é necessario renovar metodologias, conhecer as alteragdes e

! Para saber mais sobre as colecdes de Lisboa e Coimbra poderdo ser consultados os trabalhos de Curate
(2010), Cardoso (2006) e Rocha (1995).
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tendéncias seculares de crescimento, envelhecimento e doencas, pelo que o
aparecimento da CEI/XXI foi imperativo (Ferreira et al., 2014).

Para o presente estudo utilizou-se a CEI/XXI do Laboratorio de Antropologia
Forense da Universidade de Coimbra (UC). Esta cole¢éo resultou de uma parceria entre
0 Departamento Ciéncias da Vida e a Camara Municipal de Santarém desde 2009.
Assim sendo, os esqueletos ndo reclamados ou abandonados apds o periodo legal, do
Cemitério de Capuchos, sdo exumados e cedidos a UC. Segundo a portaria n® 411/98 de
30 de dezembro é permitido realizar exumacgdes nao-judiciais em Portugal trés anos
apos a inumacéo desde que 0s corpos ja se encontrem esqueletizados, permitindo assim
a reutilizagéo da sepultura (Ferreira et al., 2014).

Posteriormente a exumacdo, realizada pelos coveiros do cemitério de Santarém
(T. Ferreira, 2017, com. pess.), 0s esqueletos chegam ao Laboratdrio de Antropologia
Forense onde tém de ser limpos e armazenados com um numero de série. A Camara
Municipal de Santarém fornece informagdes sobre o nome, a idade & morte, o0 sexo,
nacionalidade, a data de morte e exumacéo para cada individuo. Estas informacgdes sdo
associadas ao numero de série de cada esqueleto numa base de dados Excel a qual
apenas 0s investigadores tém acesso, preservando assim a confidencialidade das
informacdes de cada individuo (Ferreira et al., 2014).

O estado de conservacdo da colecdo é bastante razoavel, estando presentes, na
maioria dos individuos, a totalidade dos 0ssos. Os o0ssos em melhor estado de
preservacdo sdo o cranio e 0s 0ssos longos, contrariamente as costelas, as vértebras, as
escapulas, o o0sso coxal e o sacro, mais frequentemente ausentes ou degradados
tafonomicamente (Ferreira et al., 2014). A perda de alguns ossos pode ser explicada
pela sua recuperacdo incompleta durante a exumacdo, facto frequente em exumaces de
cemitérios, onde a detecdo e recuperacdo de 0ssos fragmentados e/ou pequenos €, por
vezes, deixada para tras (Ferreira et al., 2014).

A CEI/XXI é composta, até a data, por 267 esqueletos portugueses, que
morreram entre 1982 e 2012 e foram exumados entre 1999 e 2015. Este nimero tem
vindo a aumentar com 0 passar dos anos e prospeta-se que assim continue, visto que a
pareceria entre a Camara Municipal de Santarém e o0 DCV da UC perdure até tempos
vigentes. Os individuos da colecdo apresentam idades entre os 25 e os 100 anos com
uma média de idade de 77,5 anos (d.p.=14,6, mediana=81,0 anos). O sexo masculino
esta representado por 124 individuos com idades compreendidas entre os 25 e 96 anos

(x=73,4, d.p.=15,9, mediana=78,0 anos) e o feminino por 143 individuos com idades
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compreendidas entre os 28 e 100 anos (¥=81,0, d.p.=12,5, mediana=83,0 anos). Dois

individuos foram excluidos dos testes estatisticos por falta de dados.

2.1.2. Critérios de selecdo da amostra

A elegibilidade dos individuos da colecdo para o presente estudo teve por base
trés critérios: a idade, o sexo e o0 estado de preservacdo da coluna vertebral e esqueleto
apendicular. Visto que a HID afeta apenas individuos adultos, foram selecionados
apenas os individuos com idade igual ou superior a 20 anos, sendo este o limite etario
convencionado para classificar os individuos como adultos nos estudos
paleopatoldgicos (Buikstra e Ubelaker, 1994). No entanto, o individuo mais jovem da
colecdo apresentava uma idade a morte de 25 anos de idade o que faz com que este
critério ndo exclua nenhum individuo da amostra. Os individuos da colecdo com sexo
ou idade & morte desconhecidos foram também excluidos devido ao facto do sexo e a
idade serem duas variaveis a ter em consideracdo quando se estuda a HID.

No que concerne a preservacdo da coluna vertebral estabeleceu-se um nimero
minimo de vértebras observaveis. Apenas foram selecionados os individuos com 14 ou
mais vertebras observaveis (58,3%) e sete ou mais presentes na regido toracica (58,3%),
considerando que a validade do método para o diagndstico de HID depende desta parte
do esqueleto axial. A presenca de pelo menos um 0sso dos membros superiores e um
dos membros inferiores foi também tida em consideracdo dada a importancia de
pesquisar caracteristicas apendiculares causadas pela doenca. Optou-se por ndo
estabelecer um ndmero igual de individuos por sexo ou por faixa etaria a fim de
estabelecer a prevaléncia geral de HID na CEI/XXI.

O resultado da aplicacdo dos critérios de selegcdo resultou num total de 227
esqueletos, ou seja, 85% da CEI/XXI (n=267).

2.1.3. Descricéo da amostra

Os 227 individuos que cumpriram os critérios de selecdo da amostra
supramencionados apresentam uma amplitude etaria entre os 28 e 0s 100 anos, sendo a
média de idades de 77,5 anos (d.p.=14,2, mediana=81,0 anos). Dados adicionais

encontram-se representados na Tabela 2.1.
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Analisando o sexo separadamente, observou-se que 108 (47,6%) individuos
pertenciam ao sexo masculino com um intervalo etario dos 28 aos 96 anos (x=73,7,
d.p.=14,7, mediana=77,0 anos) e do sexo feminino estavam presentes 119 individuos
(52,4%) entre os 29 e 0s 100 anos (¥=81,0, d.p.=12,8, mediana=84,0 anos) (Tabela 2.1).

Tabela 2.1: Numero de esqueletos da amostra por sexo e medidas de tendéncia central e
de dispersdo para a idade a morte.

Sexo N (%) Média d.p. Min. Max. Mediana
Masculino 108 (47,6) 73,7 14,7 28 96 77,0
Feminino 119 (52,4) 81,0 12,8 29 100 84,0
Total 227 (100) 77,5 14,2 28 100 81,0

Legenda: N - nimero de individuos; % - percentagem; d.p. - desvio padrdo (anos); Min.- minimo (anos);
Max.- maximo (anos).

Ao distribuir os individuos da amostra por oito classes etarias, com intervalos de
10 anos, constata-se que a faixa etaria predominante na amostra é a dos 81 aos 90 anos
de idade com 42,3% (96/227) dos individuos da amostra, seguindo-se a faixa etaria dos
71 aos 80 anos com quase metade dos individuos da faixa etaria dominante, 22%
(50/227) (Tabela 2.2).

Tabela 2.2: Frequéncias absolutas (n) e relativas (%) da amostra por faixa etaria (em
anos) e sexo.

Classe etaria Total Sexo masculino Sexo feminino
(anos) n/N % n/N % n/N %

21-30 2/227 0,9 1/108 0,9 1/119 0,8
31-40 6/227 2,6 5/108 4,6 1/119 0,8
41-50 71227 3,1 3/108 2.8 4/119 3.4
51-60 12/227 5,3 8/108 7,4 4/119 3.4
61-70 28/227 12,3 19/108 17,6 9/119 7.6
71-80 50/227 22 28/108 25,9 22//119 18,5
81-90 96/227 42,3 38/108 35,2 58/119 48,7
91-100 26/227 11,5 6/108 5,6 20/119 16,8
Total 2271227 100 108/108 100 119/119 100

No que ao ano de morte diz respeito existem individuos que morreram entre

1982 e 2012, sendo que a prevaléncia mais elevada € no ano de 2008 com 18,1%
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(41/227), seguindo-se 0 ano de 2007 com 16,7% (38/227), o ano de 2009 no qual a
prevaléncia de individuos é de 14,5% (33/227) e 2001 com 14,1% (32/227) de
individuos (Tabela 2.3).

Tabela 2.3: Frequéncias absolutas (n) e relativas (%) da amostra (n=227) por ano de
morte e sexo.

Ano de Total Sexo masculino Sexo Feminino
morte n/N % n/N % n/N %
1982 1/227 0,4 1/108 0,9 0/119 0
1996 41227 1,8 1/108 0,9 3/119 2,5
1997 6/227 2,6 5/108 4,6 1/119 0,8
1998 10/227 4.4 6/108 5,6 4/119 3,4
1999 3/227 1,3 2/108 1,9 1/119 0,8
2000 271227 11,9 12/108 11,1 15/119 12,6
2001 32/227 14,4 15/108 13,9 17/119 14,3
2003 71227 3.1 4/108 3,7 3/119 2,5
2004 3/227 1,3 1/108 0,9 2/119 1,7
2005 21227 0,9 1/108 0,9 1/119 0,8
2006 81227 3,5 3/108 2,8 5/119 4,2
2007 38/227 16,7 14/108 13 24/119 20,2
2008 41/227 18,1 23/108 21,3 18/119 15,1
2009 33/227 14,5 12/108 111 21/119 17,6
2010 6/227 2,6 4/108 3,7 2/119 1,7
2011 51227 2,2 4/108 3,7 1/119 0,8
2012 1/227 0,4 0/108 0 1/119 0,8
Total 2271227 100 108/108 100 119/119 100
2.2. Métodos

2.2.1. Critérios de diagndstico utilizados

Existem varios critérios de diagnostico para a HID, desenvolvidos quer no
contexto clinico, quer no paleopatoldgico. Estes podem ser divididos em duas
categorias, 0s critérios que apenas envolvem caracteristicas raquidianas (Resnick e
Niwayama [1975] e Arlet e Mazieres [1985]) e os que incluem caracteristicas
raquidianas e extra-raquidianas (Utsinger [1985] e Rogers e Waldron [2001]). Ainda
ndo se chegou a um consenso no que toca a estandardizacdo do método de diagndstico

para esta doenga no contexto antropoldgico. Investigagdes utilizando diferentes critérios
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de diagnéstico na mesma amostra, (Van der Merwe e colaboradores, 2012; Oliveira,
2016) para estimar a prevaléncia da HID, concluiram que as prevaléncias da doenca
observadas variam significativamente dependendo do critério utilizado

Segundo as narrativas de Van der Merwe e colaboradores (2012) e Oliveira
(2016) a metodologia de Rogers e Waldron (2001) € a mais adequada para contextos
paleopatoldgicos, visto que os critérios de Resnick e Niwayama (1976) e Arlet e
Mazieres (1985) tém limitacdes, apenas considerando as lesdes raquidianas e excluem
possiveis casos de HID em concomitancia com outras doencas igualmente associadas a
idade. Ao contrario, os critérios de Rogers e Waldron (2001) ndo tém como pré-
requisito a auséncia de outras doencas para diagnosticar positivamente a HID. Tendo
em conta que a HID é uma doenca caracteristica de individuos mais velhos, tal como
acontece com outras doengas (osteoartrose e DDD), a coexisténcia destas doencas pode
acontecer (Van der Merwe et al., 2012). Assim, serdo utilizados os critérios de
diagnostico de Rogers e Waldron (2001).

Rogers e Waldron (2001) apresentam trés critérios que devem ser verificados em
simultaneo para se fazer um diagnostico de HID:

1) Hiperostose exuberante da coluna vertebral, com ou sem anquilose, que afete
no minimo trés vértebras contiguas;

2) estas alteragBes tém de ser confinadas ao lado direito da regido toracica da
coluna vertebral (exceto nos casos de situs inversus onde a hiperostose se ird encontrar
do lado esquerdo da coluna torécica);

3) evidéncias de calcificagdes ou ossificacdes extra-raquidianas de ligamentos e
enteses.

Enunciam ainda dois critérios adicionais, homeadamente, a preservacdo do
espaco do disco intervertebral e a auséncia de envolvimento intra-articular das

articulacdes apofisérias.

2.2.2. Diagnostico diferencial

A HID ¢ relativamente facil de diagnosticar no contexto paleopatoldgico,
guando as lesdes dsseas estdo bem desenvolvidas e o esqueleto esta completo e em bom
estado de preservacdo, contudo o problema coloca-se com o diagnéstico de fases

precoces da doenca (Holgate e Steyn, 2016). O diagndstico diferencial desta doenca
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com outras que com ela partilham a formacdo exuberante de o0sso na coluna e
entesofitos apendiculares devem sempre ser considerados.

A HID necessita de ser distinguida da osteofitose do corpo vertebral
(Nascimento et al., 2014), DDD (Mader et al., 2012), EP (Marques, 2007; Olivieri et
al., 2013), acromegalia, fluorose, traumas (Azevedo, 2002), neuroartropatia axial
(Cammisa et al., 1998) e hipoparatiroidismo (Resnick et al., 1978). Para os critérios
extra-raquidianos ha que considerar igualmente as EP, acromegalia, osteoartropatia
hipertréfica, paquidermoperiostose, hipervitaminose A e a doenca por deposicdo de
perifosfato de célcio (Resnick et al., 1978).

Apresenta-se em seguida uma breve descricdo das caracteristicas das doencas
que apresentam maior dificuldade de diagndstico em amostras esqueléticas.

Osteofitose do corpo vertebral caracteriza-se pela formacdo de pequenas e
grandes pontes osteofiticas na coluna vertebral (Resnick et al., 1978). E uma alteragio
muito frequente que afeta a coluna vertebral com maior prevaléncia nos homens,
estando presente em quase todos os individuos com mais de 60 anos (Mann e Hunt,
2005), no entanto, pode distinguir-se da HID pela ndo afetacdo do LVCA e o0 seu
desenvolvimento ndo ocorre exclusivamente na regido antero-lateral direita no
segmento toracico (Nascimento et al., 2014). A presenca de osteofitose, quando em
associacao com HID, ndo foi um fator que impediu o diagnéstico desta.

Com o avancar da idade, inicia-se a desidratacdo fisiologica e patoldgica do
nucleo pulposo, centro do disco intervertebral, da qual resulta a DDD (Resnick et al.,
1978). Esta é diagnosticada por “pitting” acentuado, por vezes associado a crescimento
de osso nas superficies superiores e inferiores dos corpos vertebrais. Existem protrusdes
Osseas marginais (osteofitos) e degradacdo do disco intervertebral. As regides mais
afetadas sdo a cervical média e inferior, toracica superior e lombar inferior, enquanto na
HID a regido mais afetada € a toracica (Rogers e Waldron, 1995). Os ostedfitos
marginais estdo presentes na maioria da coluna vertebral de individuos com mais de 40
anos de idade e a sua frequéncia e tamanho aumenta com o avancar da idade. A
diferenga nos crescimentos 6sseos na coluna vertebral é também notéria, os osteofitos
da DDD crescem da margem da vertebra, iniciando-se num ponto de ligacdo das fibras
do anel fibroso, enquanto na HID os crescimentos 0sseos comegam a desenvolver-se no
centro antero-lateral da vértebra (Rogers e Waldron, 1995). A presenc¢a de HID e DDD

em concomitancia foi registada no presente trabalho.
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As EP séo um grupo de doencas inflamatdrias crénicas, onde estdo agrupadas as
seguintes entidades clinicas: a espondilite anquilosante (EA), artrite psoriatica (AP),
artrite reativa (AR), artropatia das doencas crénicas do intestino e as EP indiferenciadas,
de acordo com a classificacdo do European Spondyloarthropathy Study Group
(Zochling et al., 2005; Sieper et al., 2006). Estas entidades clinicas tém caracteristicas
distintas e uma predisposi¢do genética comum, estando todas elas ligadas a pelo menos
uma variante do antigene HLA-B27 (Zochling et al., 2005). Afetam predominantemente
a coluna vertebral, a articulacdo sacroiliaca, e as articulagdes das extremidades. As
enteses e as regides articulares sdo o alvo preferencial do processo inflamatorio. A
principal EP de que se deve distinguir a HID € a EA (Mader et al., 2012). A articulacéo
sacroiliaca e as articulagbes da coluna vertebral sdo as mais afetas na EA. Apesar de
partilharem algumas caracteristicas, como a predominancia da doenca no sexo
masculino (Queiroz, 2002), encontram-se diferencas entre ambas. A EA inicia-se na
segunda ou terceira década de vida enquanto a HID é uma doenca de idade mais
avancada. Normalmente, as lesdes na EA iniciam-se na articulagdo sacroiliaca,
progredindo depois para a regido lombar e segmentos suprajacentes. A anquilose da
coluna adquire uma forma tipica designada por “coluna de bambu” (Rogers e Waldron,
1995; Rogers, 2000; Waldron, 2009). A EA produz sindesméfitos finos que se estendem
de uma vértebra a outra, diminuicdo do espaco e ossificacdo do disco intervertebral,
bem como esclerose, erosdo e ossificacao intra-articular (Resnick e Kransdorf, 2005).
Enquanto na HID a ossificacdo é fluida e predominante na regido antero-lateral direita,
com preservacao do espaco do disco intervertebral, sem eroséo, esclerose e fuséo intra-
articular na sacroiliaca (Resnick e Kransdorf, 2005). No presente trabalho, a presenca de
erosdo, esclerose ou anquilose intra-articular foram critérios de exclusdo para a inclusdo
dos individuos no diagndstico positivo de HID.

A acromegalia € uma doenca rara causada pela exposicdo prolongada a niveis
elevados da hormona de crescimento e fator de crescimento semelhante & insulina tipol
produzidos por um adenoma pituitario (Kreitschmann-Andermahr et al., 2016). Entre as
varias manifestacdes clinicas € aqui importante salientar as osteoarticulares (Lugo et al.,
2012). Findado o encerramento apofisario, a zona mais afetada é a cartilagem,
designadamente os condilos mandibulares, costelas, esterno, pubis e os discos
intervertebrais (Ortner, 2003) ao contrario da HID que nédo afeta a cartilagem, mas sim
ligamentos e enteses. A deposicao Gssea periosteal é mais marcada nos pontos terminais

dos 0ssos e inser¢Oes de tenddes e ligamentos, provocando o crescimento de osteofitos
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para-articulares e hiperostose 6ssea que, ao contrario da HID, atinge diretamente a
superficie articular (Resnick et al.,1978). Os corpos vertebrais podem apresentar
crescimento Gsseo extenso com aumento antero-posterior e lateral dos corpos vertebrais
(Ortner, 2003) que se assemelham a HID (Waldron, 2009).

Os ides de fluor existem naturalmente na dgua potavel e facilmente se acumulam
no esmalte dentario, sendo esta tanto maior quando a concentracdo de fluor presente
(Waldon, 2009). A fluorose dentaria € o primeiro indicador da fluorose. No entanto,
niveis toxicos de fluorose podem ter impacto no processo de formacéo e reabsorcédo de
0ss0, bem como na ossificacdo de tecidos moles (Bickley e Ives, 2008). O crescimento
de osso pode ocorrer em qualquer superficie, mas aparece, frequentemente, em
associagdo com insergdes de ligamentos e tendbes, principalmente no ligamento
sacroiliaco (Resnick et al., 1978). As costelas e as vértebras mostram crescimentos
0sseos nos ligamentos para-articulares (Ortner, 2003). Distingue-se pela reducdo do
canal medular que ndo acontece na nossa doenca de interesse (Ortner, 2003) e pela
presenca de esclerose 6ssea nas extremidades em individuos com fluorose (Resnick et
al., 1978).

O diagnéstico diferencial de trauma pode ser desafiador em paleopatologia
(Ortner, 2003). O trauma mais frequente sdo as fraturas. Depois de uma fratura éssea, o
0ss0 inicia um processo de remodelagdo que pode acarretar consequéncias como é o
caso de deformidades, infecBes, osteoartrite secundaria ou anquilose (Waldron, 2009).
O colapso ou fraturas vertebrais podem levar a respostas 0sseas de formacdo de 0sso e
osteofitos na margem das vértebras (Mann e Hunt, 2005) o que por vezes pode simular
as ossificacdes de HID. No presente estudo, aquando a presenca de fraturas vertebrais
os individuos foram excluidos do diagndstico da doenca.

A neuroartropatia axial, ou coluna de Charcot, € um processo de destruicdo
progressiva da coluna vertebral que pode levar ao desenvolvimento de varios disturbios
neuroldgicos associados & perda da capacidade de localizar espacialmente o proprio
corpo e sensacdo de dor. O processo destrutivo envolve o disco intervertebral, os corpos
vertebrais adjacentes e as facetas articulares (Lacout et al., 2009). As alteracdes da
coluna véo criando esclerose e aumentando os osteofitos (Resnick et al., 1978). Em

contraste, na HID os processos destrutivos e a esclerose ndo se verificam.
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2.2.3. Fases de observacao

A analise dos esqueletos foi dividida em duas fases. A primeira onde se realizou
uma observacao de todos os individuos da CEI/XXI, e a segunda fase onde se registou
detalhadamente as alteragdes 6sseas dos individuos com HID.

Na primeira observagdo dos 267 esqueletos da CEI/XXI foi contabilizado o
numero de vértebras presentes e dada atencdo a ossificacdo do LVCA, em pelo menos
trés vértebras contiguas, na regiao toracica da coluna vertebral e a presenga ou auséncia
de ossos dos membros superiores ou inferiores. Observou-se ainda a presenca de
anquilose para-articular na articulacdo sacroiliaca. Para o registo destes dados foi criada
a “Ficha de Registo I” (Apéndice I). Nesta primeira fase, foram também registados os
casos em que as alteracbes tafondmicas, numero reduzido de vértebras, outras
patologias reumaticas concomitantes ou fraturas vertebrais impossibilitavam a
observacdo e/ou um diagnostico fidedigno de HID. Nesta fase foram apurados os 227
individuos que compBem a amostra.

Na segunda fase foram observados novamente 102 individuos que ja tinham sido
diagnosticados com HID, possiveis casos de HID, ou que suscitavam dividas quanto ao
diagnéstico diferencial. Depois de uma analise minuciosa de todo o esqueleto foram
registadas as especificidades e a localizagéo das lesbes no esqueleto raquidiano e extra-
raquidiano, dos individuos com diagndstico positivo de HID na “Ficha de registo II”
(Apéndice 11).

Para o diagndstico e registo das alteracGes esqueléticas foram utilizadas as
definicBes de osteofito, entesdfito, sindesmofito, ossificagdo para-vertebral, ossificacao
do LVCA, anquilose e erosdo articular definidas em Marques (2007). As regides
anatomicas observadas na segunda fase foram as articulagcdes e enteses que ja estdo
referenciadas na literatura clinica e paleopatolégica como zonas de alteracdo frequentes
nestas doencas, assim como areas importantes para o diagndéstico diferencial.

Na coluna vertebral foram observadas as ossificagdes do LVCA e LVCP
(Resnick e Niwayama, 1976), o LA e o LSE. Observaram-se também a preservagdo dos
espacos do disco intervertebral e as alteracGes das articulacGes apofisarias e costo-
vertebrais (Rogers e Waldron, 1995). Foi ainda notada a presenga de DDD bem como
de artrose nos processos posteriores, dada a possivel coexisténcia entre estas doencas e a
HID (Mader, 2003). A ossificacdo do LVCA foi estudada por regido (cervical, toracica

e lombar) e por vértebra. Alteracbes do LVCP, LA, LSE, assim como a presencga de
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ostedfitos ou sindesmafitos foram analisados apenas por regido, assim sendo no capitulo
dos resultados onde se 1€ “o LSE estava afetado na regido lombar” bastava uma vértebra
da regido lombar daquele individuo estar afetada para se considerar a regido em questdo
afetada. Para a contagem do numero de vértebras afetadas ou nimero de vértebras com
anquilose, a contagem foi feita pelo nimero de vértebras que apresentavam pontes
0sseas do LVCA, como se exemplifica na Figura 2.1.

No que concerne a regido pélvica, foi dada especial importancia a articulacéo
sacroiliaca, anotando-se a preservacdo ou ndo do espaco articular. Quando existia
ossificagdo ou anquilose desta regido, foram distinguidas a sua apresentacdo para-
articular da intra-articular. As insercdes ligamentares na crista iliaca e na tuberosidade

isquiatica foram analisadas pois podem encontrar-se afetadas (Resnick et al., 1975).
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Figura 2.1: Representacdo esquematica da contagem do numero de vértebras com anquilose
(esquerda) e nimero total de vértebras afetadas (direita) (azul escuro - anquilose; azul claro -
ossificagdo).

No esqueleto apendicular foram analisadas as enteses e articulacdes. O registo
das alteracdes das enteses nos membros superiores foi efetuado na epifise proximal do
Umero, nomeadamente as insercdes ligamentares no tubérculo maior e menor e, na
epifise distal foram observadas as insercdes na epitroclea e epicéndilo. No cotovelo
deu-se particular relevancia a insercdo do musculo tricipite braquial na ulna. Nos
membros inferiores foram procurados enteséfitos no pequeno e grande trocanter do
fémur, respetivamente na insercdo do musculo psoas-iliaco e na insercdo dos masculos
pequeno e médio gluteo, sendo também analisada a linha &spera. Atentou-se ainda a
insercdo do musculo quadricipite crural na parte anterior da patela, a insercdo do

ligamento patelar na tuberosidade anterior da tibia e inser¢do do musculo solear na linha
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obliqua da tibia. Foram procurados enteséfitos no calcaneo, nomeadamente na insergédo
do tenddo de Aquiles e insercdo da fascia plantar. As lesdes entésicas analisadas foram
escolhidas por serem as referidas na literatura clinica e paleopatoldgica como os locais
mais propensos a desenvolver lesbes deste tipo (Resnick et al., 1975; Cammisa et al.,
1998; Jankauskas, 2003).

As articulagbes sinoviais do esqueleto apendicular foram observadas para
registar a presenca de erosdo articular, um aspeto primordial para a distingéo entre o
HID e as espondiloartropatias. Foi dada particular atencdo as maos e aos pés, onde
foram observadas as regides articulares e periarticulares de todos 0s 0ssos, com vista a
despistar sinais de doenca erosiva. Nestas regides foi igualmente registada a presenca de

anquilose articular (distinguindo a fuséo intra-articular e para-articular).

2.2.4. Erro inter-observador

O calculo do erro inter-observador tem como finalidade avaliar a replicabilidade
das observacGes entre varios investigadores. Consiste na observacdo repetida dos
mesmos esqueletos por dois ou mais investigadores para os dados serem comparados a
posteriori (Buikstra e Ubelaker, 1994). O erro inter-observador foi efetuado
posteriormente a segunda observacdo. Ao acaso foi escolhida cerca de 10% da amostra
(22 individuos sendo que 11 com diagnostico positivo e 11 com negativo de HID). Para
a realizacdo do erro inter-observador foi necessaria a colaboracdo da Mestre Andréa
Oliveira, que classificou os individuos com diagndstico positivo ou negativo de HID
seguindo os mesmos critérios de diagndstico (Rogers e Waldron, 2001). Para calcular o
erro inter-observador foi utilizado apenas o coeficiente entre as observagoes

concordantes, que varia entre zero e um, sendo a unidade uma concordéncia perfeita.

2.2.5. Analise radiografica

O exame radiogréafico foi realizado em 20 esqueletos diagnosticados com HID.
O critério de selecdo para a analise radiogréfica consistiu em cada individuo apresentar
mais do que seis vértebras com anquilose na coluna vertebral. O exame radiogréafico foi
efetuado apenas no segmento raquidiano e em norma lateral (a lista de individuos

radiografados é apresentada no Apéndice Il1). A sua execucdo foi realizada no Servico
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de Radiologia do Centro Hospitalar e Universitario de Coimbra com recurso a uma
maquina Philips Digital Diagnostic.

As alteragdes resultantes da HID foram anotadas e descritas tendo em conta os
critérios de diagnostico radiografico de Resnick e Kransdorf (2005) (Apéndice IV) e
com vista a perceber se os pressupostos de Rogers e Waldron (2001) para o diagnostico
da doenca foram cumpridos. Foram analisadas o numero de vértebras com anquilose
visivel na imagem radiografica, a preservacao do espaco intervertebral e a manutencao
do espaco entre as apofises posteriores, apenas entre as vértebras anquilosadas (para os
eventuais problemas de posicionamento entre as veértebras apenas com ossificacdo nédo

influenciar os resultados).

2.2.6. Registo fotografico

Em paralelo com ambas as fases de observacdo executou-se o registo fotogréafico
das lesbes caracteristicas utilizadas no diagndstico da HID bem como as que contribuem
para o diagnostico diferencial. Para este registo utilizou-se uma maquina fotogréfica
digital Canon PowerShort A3300 IS.

2.2.7. Anélise estatistica

Para caracterizar o perfil biodemografico dos individuos que compbem a
CEI/XXI, e o perfil biodemografico da amostra, foram utilizados os dados fornecidos
pelo Laboratério de Antropologia Forense da Universidade de Coimbra, que se
encontram registados numa base de dados em Excel. Os dados recolhidos durante a
primeira e a segunda observacdo dos esqueletos foram inseridos numa base de dados
criada no programa IMB SPPS Statistics versao 23.0, para Windows 7 Home Premium
64-bit SP1.

A andlise estatistica, efetuada também no programa IMB SPPS Statistics, para as
variaveis qualitativas fez-se com recurso aos testes estatisticos do Qui-Quadrado de
Pearson ou o racio de verosimilhanga de Fisher (likelihood ratio) dependendo do
numero de observacBes (Mardco, 2011). Optou-se por utilizar a simulacdo de Monte
Carlo ou o teste exato de Fisher quando ndo se verificaram as condi¢Oes para a

aplicacdo do teste de Qui-Quadrado (Maréco, 2011).
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Para as variaveis quantitativas foi testada a normalidade da distribuicdo dos
dados com recurso aos testes de Kolmogorov-Smirnov e também aos valores de
assimetria e curtose. O teste de Levene foi utilizado para testar a homogeneidade da
variancia (Mar6co, 2011). Usaram-se 0s testes paramétricos quando estes pressupostos
ndo se encontravam violados (t-teste para amostras independentes, com correcdo de
Welch quando necessario) ou a opcao de testes ndo paramétricos (Mann-Whitney) para
0 incumprimento dos parametros mencionados. A comparagdo de dois ou mais grupos
para variaveis quantitativas foi realizada pela ANOVA one way.

Para perceber a relacdo funcional entre uma variavel dependente e uma ou mais
variaveis independentes utilizou-se a regressao linear. Para varidveis dependentes do
tipo nominal dicotdmico e variaveis independentes qualitativas ou quantitativas aplicou-
se a regressdo logistica, sendo permitido também avaliar a significancia de cada variavel
independente no modelo (Mardco, 2011).

Para todos os testes realizados foi utilizado o intervalo de confianga de 95% e a
significancia estatistica com p menor ou igual a 0,05.
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3. Resultados

Com vista a descrever 0s esqueletos com diagndstico positivo de HID na
CEI/XXI optou-se por dividir este capitulo em analise esquelética, onde se inclui a
descricdo biodemogréfica e a distribuicdo das lesdes no esqueleto, de seguida a andlise
radiografica. Na ultima seccdo deste capitulo apresentam-se brevemente os esqueletos

que apresentaram ddvidas de diagnostico.

3.1. Andlise Esquelética

3.1.1. Prevaléncia

A prevaléncia de HID na CEI/XXI é de 18,1% (41/227), quando aplicados 0s
critérios de Rogers e Waldron (2001). Este valor ndo inclui 10 (4,4%) esqueletos que,
apesar de apresentarem alguns dos critérios de HID, também exibem alteracfes Osseas
que fazem parte dos critérios de exclusdo. Estes individuos serdo descritos na seccao
3.2.2, ndo sendo incluidos na descri¢do que se inicia.

Na analise do erro inter-observador ndo foram encontradas diferencas
significativas entre as observacOes feitas para o desenvolvimento deste trabalho e as
observacdes da Mestre Andréa Oliveira. Em 22 esqueletos, observados por ambas
separadamente, obteve-se um coeficiente de erro com valor um, o que indica
concordancia perfeita (22/22=1).

A distribuicdo por sexos dos 41 individuos com diagnostico positivo de HID
apresenta uma superioridade numérica do sexo masculino sobre o feminino. Do sexo
masculino existem 25 casos, que correspondem a 61,0% (25/41) dos individuos com
HID, ou 23,1% (25/108) do total de homens na amostra. Nos individuos do sexo
feminino foram observados 16 casos, ou seja, 39,0% (16/41) dos individuos com HID,
ou 13,4% (16/119) do total de mulheres da amostra (Tabela 3.1 e 3.2). Apesar de
existirem mais individuos do sexo masculino do que do sexo feminino com HID, a
analise estatistica permite afirmar que a prevaléncia de HID é independente do sexo
(¢*=3,602; g.1.=1; p=0,058, n=227).
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Tabela 3.1: Numero de esqueletos com HID por sexo e medidas de tendéncia central e
de dispersdo para a idade a morte.

Sexo N [%6] Média d.p. Min. Max. Mediana
Masculino 25 [61,0] 76,4 12,2 31 88 79,0
Feminino 16 [39,0] 80,5 8,0 61 92 82,0
Total 41 78,0 10,9 31 92 80,0

Legenda: n - nimero de individuos; %- percentagem calculada considerando o nimero total de individuos
com HID, d.p. - desvio padréo (anos); Min.- minimo (anos); Méx.- méaximo (anos).

Distribuindo os individuos com HID por faixa etaria verifica-se uma maior
prevaléncia entre os 71-80 e os 81-90 anos (30,0% [15/50] e 19,8% [19/96],
respetivamente). A prevaléncia mais elevada nos individuos do sexo masculino com
HID é de 32,1% (9/28) e a feminina de 27,3% (6/22), encontrando-se na faixa etaria dos
71 aos 80 anos. Nas faixas etarias entre os 20-30, 41-50 e os 51-60 anos ndo foram
diagnosticados casos de HID. Na faixa etaria entre os 31 e 40 anos estd presente um
individuo (16,7%, 1/6), do sexo masculino (20,0%, 1/5), e na faixa etaria entre os 91—
100 anos encontra-se a prevaléncia mais baixa (3,8%, 1/26) (Tabela 3.2). A analise
estatistica inferencial permite afirmar que a prevaléncia de HID é dependente da faixa
etaria (x*=17,670; g.1.=7; p=0,017, com ajuste de Monte Carlo, n=227). A analise dos
residuos estandardizados indica que o Unico intervalo etario onde se encontram
diferencas significativas entre os individuos com e sem HID é na faixa etaria dos 71-80
anos, com uma proporcdo mais elevada de HID, e na faixa etéria dos 91-100 anos com
menor proporc¢do de individuos com HID.

Procurou-se também comparar se existem diferencas entre 0s sexos tendo em
conta as faixas etarias nos individuos com e sem HID. A analise estatistica inferencial
permite afirmar que ndo ha diferencas estatisticamente significativas para o sexo
masculino (x*=11,416; g.1.=7; p=0,121, com ajuste de Monte Carlo, n=227) nos
individuos com e sem HID para cada faixa etaria, e um resultado simular foi obtido para
o sexo feminino (x°=7,415; g.1.=7; p=0,387, com ajuste de Monte Carlo, n=227).

A média de idades dos individuos com HID (n=41) e de 78,0 anos (d.p.=10,9,
mediana=80,0), tendo o mais novo 31 anos de idade a morte e 0 mais idoso 92 anos
(Tabela 3.1). A média de idades dos individuos sem HID é de 77,4 anos (d.p=14,9,
mediana=81,0, Min.=28, Max.=100) (Tabela 3.1 e Figura 3.1). Depois de se verificar 0s
pressupostos de aplicacdo dos testes paramétricos para a normalidade e homogeneidade
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de variancias verifica-se que estes sdo cumpridos para a normalidade, usando os valores
de assimetria (-1,331) e curtose (1,847), tendo-se recorrido ao teste paramétrico t-teste
para amostras independentes, com correcéo de Welch. As diferengas observadas entre a

idade a morte dos individuos com e sem HID nao sdo estatisticamente significativas (t=-
0,291; 9.1.=77,209; p=0,772, n=227).
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Tabela 3.2: Frequéncias absolutas (n) e relativas (%) dos casos de HID (n=41) por faixas etarias (anos) e sexo na amostra de esqueletos analisada
(n=227) e nos individuos com HID (n=41).

9¢

Faixa etéria Esqueletos da amostra Esqueletos com HID
(anos) Total Sexo masculino Sexo feminino Total Sexo masculino Sexo feminino
n/N % n/N % n/N % n/N % n/N % n/N %

20-30 0/2 0,0 0/1 0,0 0/1 0,0 0/41 0,0 0/25 0,0 0/16 0,0
31-40 1/6 16,7 1/5 20,0 0/1 0,0 1/41 2,4 1/25 4,0 0/16 0,0
41-50 07 0,0 0/3 0,0 0/4 0,0 0/41 0,0 0/25 0,0 0/16 0,0
51-60 0/12 0,0 0/8 0,0 0/4 0,0 0/41 0,0 0/25 0,0 0/16 0,0
61-70 5/28 17,9 4/19 21,1 1/9 11,1 5/41 12,2 4/25 16,0 1/16 6,3
71-80 15/50 30,0 9/28 32,1 6/22 27,3 15/41 36,6 9/25 36,0 6/16 37,5
81-90 19/96 19,8 11/38 28,9 8/58 13,8 19/41 46,3 11/25 44,0 8/16 50,0
91-100 1/26 3,8 0/6 0,0 1/20 5,0 1/41 2,4 0/25 0,0 1/16 6,3

Total 41/227 18,1 25/108 23,1 16/119 13,4 41/41 100 25/25 100 16/16 100
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Figura 3.1: Diagrama de extremos e quartis representando a distribuicdo da idade a
morte dos individuos com (n=41) e sem (n=186) HID (esquerda), assim como por sexo
(Nfeminino=16, Nmasculino=25) Nos individuos com HID. A linha na horizontal representa a
mediana, a caixa os valores entre 0 1° e 3° quartil, as linhas verticais os valores minimo
e maximo, e os circulos os outliers.

Os individuos do sexo masculino com HID tém uma amplitude etéaria entre os 31
e 88 anos (¥=70,4, d.p.=12,2, mediana=79,0). No que aos esqueletos do sexo feminino
diz respeito, a amplitude etéaria varia entre os 61 e os 92 anos (x¥=80,5, d.p.=8,0,
mediana=82,0) (Tabela 3.1). Na Figura 3.1 podemos encontrar a representacao grafica
das idades dos individuos com HID por sexo. Dada a violacdo dos pressupostos de
normalidade e homogeneidade de variancias, aplicou-se o teste de Mann-Whitney (U)
para a avaliacdo de diferencas na idade a morte por sexos nos individuos com HID, néo
revelando diferencas estatisticamente significativas (U=154,000, p=0,218).

O ano de morte dos individuos com HID varia entre 1982 e 2010, sendo que a
percentagem mais elevada dos individuos com HID se encontra nos anos de 1981 (1/1)
e 2005 (2/2) com 100% dos individuos da amostra com HID, seguindo-se o ano de 1999
com 67,7% (2/3) dos individuos com a doenca (Tabela 3.3).
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Tabela 3.3: Frequéncias absolutas (n) e relativas (%) dos casos de HID (n=41) por ano
de morte e sexo na amostra de esqueletos analisada (n=227).

Ano de Total Sexo masculino Sexo Feminino

morte n/N % n/N % n/N %
1982 1/1 100,0 1/1 100,0 0/0 0,0
1996 0/4 0,0 0/1 0,0 0/3 0,0
1997 0/6 0,0 0/5 0,0 0/1 0,0
1998 2/10 20,0 1/6 16,7 1/4 25,0
1999 2/3 66,7 1/2 50,0 1/1 100,0
2000 5/27 18,5 3/12 25,0 2/15 13,3
2001 5/32 15,6 2/15 13,3 3/17 17,6
2003 37 42,9 1/4 25,0 1/3 33,3
2004 0/3 0,0 0/1 0,0 0/2 0,0
2005 2/2 100,0 1/1 100,0 11 100,0
2006 2/8 25,0 2/3 66,7 0/5 0,0
2007 7/38 18,4 3/14 21,4 4/24 16,7
2008 7/41 17,1 6/23 26,1 1/18 5,6
2009 4/33 12,1 2/12 16,7 2/21 9,5
2010 2/6 33,3 214 50,0 0/2 0,0
2011 0/5 0,0 0/4 0,0 0/1 0,0
2012 0/1 0,0 0/0 0,0 0/1 0,0
Total 411227 18,1 25/108 23,1 16/119 13,4

Para perceber se as varidveis descritas (sexo, idade a morte e ano de morte) sdo
fatores preditivos de HID foi realizada uma regressdo logistica. A amostra total foi
considerada (n=227) no modelo, e HID vs ndo HID foi definida como variavel
dependente, e as variaveis sexo, idade a morte e ano de morte como variaveis
independentes. Constatou-se que o modelo (x*=4,885; g.l.=3; p=0,180, 81,9% das
predicdes corretas) revela que os casos de HID ndo aumentam significativamente com o
aumento da idade a morte (p=0.410, 95%; IC: 0,985 — 1,038), nem aumentam com 0
ano de morte (p=0,404, 95%; IC: 0,900 — 1,043). Contudo, hd um aumento de casos de
HID no sexo masculino, que se encontra dentro do limite de significancia (p=0,047,
95%; IC: 1,009 — 4,262), quando foi considerado o efeito da idade a morte (Tabela 3.4).

Ou seja, com duas vezes mais de probabilidade de ocorrer nos homens (Tabela 3.4).
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Tabela 3.4: Resultados da anélise da regressao logistica aplicados a amostra.

B S.E. Wald g.l. p Exp(p) 95%C.I. Exp(pB)
Idade a morte 0,011 0,013 0,678 1 0,410 1,011  0,988-1,038
Sexo (1) 0,729 0,368 3934 1 0,047 2,073  1,009-4,262
Ano de morte -0,031 0,038 0,69 1 0,404 0,969  0,900-1,043
Constante -2,675 1,125 5651 1 0,017 0,069

Significancia do modelo no geral: x*=4,199; g.1.=2; p=0,122, 81,9% das predigdes corretas B: estimativas
dos parametros das equacdes; d.p.: desvio padrdo; Wald: estatistica de Wald; g.l.: graus de liberdade; p:
significancia da estatistica de Wald; Exp (B): razdo de chances; 95% C.l.: intervalo de confianga de 95%
para razdo de chances. O sexo masculino é a variavel de referéncia.

3.1.2. Distribuicao das lestes

3.1.2.1. Coluna vertebral

A ossificagdo do LVCA na coluna torécica (com ou sem anquilose) € um
requisito nos critérios de diagnostico utilizados neste estudo, pelo que ocorre em todos
os individuos com diagnostico positivo de HID (Figura 3.2). A coluna cervical tem
lesGes deste tipo em 58,5% (24/41) dos individuos e a lombar em 63,4% (26/41).
Quando cruzamos as trés zonas da coluna vertebral observamos que em 22,0% (9/41)
dos individuos apenas se encontravam com ossificacdo ou anquilose do LVCA na
coluna toracica, em 14,6% (6/41) tinham as regides cervical e toracica afetadas, em
19,5% (8/41) dos esqueletos tinham afetada a regido toracica e a lombar, e 43,9%

(18/41) dos individuos tinham as trés regides da coluna afetadas (Figura 3.3).
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Figura 3.2: Exemplos de ossificagdo do ligamento vertebral comum anterior na Colecéo
de esqueletos ldentificados do Séc. XXI: a) esqueleto n° 71 com diagndstico de
hiperostose idiopatica difusa (T5 a L1), norma lateral direita; b) esqueleto n°® 160 com
diagndstico de hiperostose idiopética difusa (T5 a L1), norma anterior; c) esqueleto n®
187 com diagnostico de hiperostose idiopéatica difusa (T6 a t12), norma lateral esquerda.
Escala=5cm.
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Figura 3.3: Esquema dos segmentos vertebrais com ossificacdo do LVCA (com ou sem
anquilose). Nas trés chavetas em linha (a esquerda) apresenta-se o numero de individuos
que apresentavam alteracfes em cada segmento: cervical em 58,5% (24/41), toracico
em 100% (41/41) e lombar em 63,4% (26/41) dos individuos. Nas restantes, o
cruzamento entre segmentos: apenas no toracico em 22,0% (9/41), no cervical e toracico
em 14,6% (6/41), no toracico e lombar em 19,5% (8/41), e nos trés segmentos em
conjunto em 43,9% (18/41) dos individuos.

O numero total de vértebras com ossificagdo do LVCA, com ou sem anquilose,
nos individuos diagnosticados com HID foi de 472 vértebras em 938 vértebras
observaveis (50,3%). A média de vértebras afetadas por individuo foi de 11,5 (d.p.=4,2,
mediana=11,0), com um minimo de quatro vértebras afetadas e um méaximo de 21. Na
coluna cervical (C) encontram-se 28,1% (72/256) de vertebras com lesdo no LVCA,
sendo a C5 e C6 (44,4% e 36,8%, respetivamente) as mais afetadas da regido. Na regido

torécica (T) € notoria, igualmente, uma maior presenca de alteraces na regido inferior
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(T6 a T11), sendo que em 485 veértebras observaveis 330 (68,0%) apresentavam
ossificagdo do LVCA. Contrariamente ao que se verifica nas duas regides superiores da
coluna vertebral, a regido superior lombar (L) é a mais afetada nomeadamente a L1
(51,2%) e L2 (43,6%), encontrando-se 35,5% das veértebras com anquilose ou
ossificagdo do LVCA (70/197) (Tabela 3.5). A média do numero de vértebras com
ossificacdo ou anquilose do LVCA na regido cervical é de 3,0 (d.p.=1,5, mediana=3,0,
Min.=1, M&x.=7, n=24), no segmento torécico é de 8,1 (d.p.=2,1, mediana=8,0, Min.=4,
Méx.=12, n=41) e no lombar de 2,7 (d.p.=1,5, mediana=2,5, Min.=1, Max.=5, n=26).

Tabela 3.5: Frequéncias absolutas (n) e relativas (%) do nimero de vértebras com
ossificacdo ou anquilose do LVVCA e das respetivas regides nos individuos com HID.

Regido/Vertebra n/N %

Atlas 11/37 29,7
Axis 8/36 22,2
C3 5/36 13,9
C4 11/35 314
C5 16/36 44,4
C6 14/38 36,8
C7 6/38 15,7
Subtotal 72/256 28,1
T1 4/40 10,0
T2 7/38 18,4
T3 14/40 35,0
T4 25/40 62,5
T5 31/40 77,5
T6 35/40 87,5
T7 38/41 92,7
T8 37/41 90,2
T9 40/41 97,7
T10 37/41 90,2
T11 33/41 80,5
T12 29/40 72,5
Subtotal 330/485 68,0
L1 20/39 51,2
L2 17/39 43,6
L3 12/38 31,6
L4 10/40 25,0
L5 11/38 28,9
Subtotal 70/197 35,5
Total 472/938 50,3
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A média do nimero total de vértebras com ossificacdo do LVCA (com ou sem
anquilose) nos homens é de 13,3 (d.p.=3,8, mediana=13,0, Min.=4, Max.=15). De
acordo com o teste t-Student, as diferencas entre as médias dos dois sexos sao
estatisticamente significativas (t=3,936; df=39; p=0,001; d=1,151, n=41). A dimensdo
do efeito do numero total de vértebras afetadas (d=1,151) ¢é elevada, de acordo com o
I.C. a 95% ]-6,858;-2,202[, os individuos do sexo feminino apresentam, entre 2,2 a 6,9
menos vertebras afetadas do que os individuos do masculino (Figura 3.4).

N&o é possivel afirmar que o nimero médio de vértebras com ossificacdo do
LVCA, com ou sem anquilose variou significativamente entre as faixas etarias
(F=63,520; df=3; p=0,313, n=40) (Figura 3.5). Para a realizacdo do teste estatistico foi
retirada a faixa etaria 31-40 anos por apenas apresentar um individuo.

A regressao linear ndo permitiu identificar a idade a morte como preditor no
numero total de vértebras com ossificacdo do LVCA (com ou sem anquilose), ja que
este modelo no é significativo (r=0,271; r’=0,074; p=0,086, n=41).
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Figura 3.4: Diagrama de extremos e quartis representando a distribuicdo do nimero
total de vértebras com afetagdo do LVCA por sex0 (Nfeminino=16, Nmasculino=25) NOS

individuos com HID (n=41). A linha na horizontal representa a mediana, a caixa 0S
valores entre 0 1° e 3° quartil, as linhas verticais os valores minimo e maximo.
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Figura 3.5: Diagrama de extremos e quartis representando a distribuicdo do nimero
total de vértebras com alteracBes do LVCA por faixa etaria nos individuos com HID
(n=41). A linha na horizontal representa a mediana, a caixa os valores entre 0 1° e 3°
quartil, as linhas verticais os valores minimo e maximo.

A anquilose do LVCA esta presente em trinta e sete colunas, quatro apenas
apresentam com ossificacdo do mesmo ligamento. Sendo que a média de vértebras com
anquilose por esqueleto 5,9 (d.p.=3,7, mediana=6,0) com um minimo de 0 e um maximo
de 14. Para melhor se perceber a distribuicdo das lesfes na coluna vertebral foi efetuado
um esquema de cada coluna vertebral com ossificacdo do LVCA, com ou sem anquilose
(Figura 3.6).

A média do nimero total de vértebras com anquilose do LVCA nos homens é de
7,2 (d.p.=3,3, mediana=7,0, Min.=2, M&x.=14, n=23) e nas mulheres de 5,29 (d.p.=2,8,
mediana=5,0, Min.=2, Max.=11, n=14). De acordo com o teste t-Student, as diferencas
observadas entre o namero total de vértebras com anquilose nos dois sexos ndo sdo
estatisticamente significativas (t=1,769; df=39; p=0,085; d=1,139, n=41).

O numero total de vértebras com anquilose do LVCA nédo teve um efeito
estatisticamente significativo entre as diferentes faixas etarias (F=75,115; df=3;
p=0,113, n=40). Para a realizacdo do teste estatistico foi retirada a faixa etaria 31-40

anos por apenas so apresentar um individuo.
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A regressdo linear permitiu identificar a idade a morte como preditor nimero
total de vértebras com anquilose do LVCA, j& que este modelo é significativo (r=0,317;
r’=0,101; p=0,043, n=41).

45



2 GBI T 8k

RO 110 8 gL T

< () = R )

46

Figura 3.6: Representagdo grafica das colunas vertebrais dos individuos com HID, com indicagdo da anquilose do LVCA (azul forte) e

ossificacdo do LVCA (azul claro) e indicacao do n° do esqueleto.
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Para além do LVVCA, outros ligamentos da coluna vertebral estavam acometidos.
A ossificacdo do LVCP verificou-se apenas em 14,6% (6/41) dos esqueletos e acometeu
a regido cervical, no segmento toracico e lombar o LVCP néo se encontrava ossificado.
O LA encontrou-se ossificado em 92,7% (38/41) no segmento cervical, 97,5% (39/40)
no toracico e 75,6% (31/41) no lombar. A ossificacdo do LSE esta presente em trinta e
oito esqueletos, tendo afetado a regido cervical, torécica e lombar, ossificado em 10,5%
(4/38), 97,3% (36/37) e 89,3% (25/28), respetivamente (Figura 3.7).

A presenca de sindesmofitos (no maximo em duas vértebras) encontrou-se em
19,5% (8/41) esqueletos, todos na regido toracica. A artrose nos processos posteriores
da coluna vertebral [ndo observavel em 2,4% (1/41) na regido lombar] bem como a
DDD [ausente em 2,4% (1/41) esqueletos na regido cervical] foram praticamente uma
constante nesta amostra de individuos com HID.

As articulacdes apofisarias, um critério adicional de diagndstico (Rogers e
Waldron, 2001), ndo apresentam anquilose em 75,6% (31/41) dos esqueletos, existindo
fusdo para-articular em 24,4% (10/41) dos individuos com HID. Um outro critério de
confirmacdo € a preservacdo do espaco do disco intervertebral, encontrando-se sem
alteracdes em todos os individuos diagnosticados com HID. Mais trés locais articulares
foram verificados no esqueleto axial. As articulacbes esternoclaviculares néo
apresentam anquilose em nenhum dos individuos, as articulagcdes esternocostais ndo
apresentam fusdo em 82,9% (34/41), verificando-se fusdo para-articular em 17,1%
(7/41) e as articulacBes costovertebrais ndo tém alteracbes em 90,2% (37/41) dos
individuos, ostentando fusdo para-articular em 9,8% (4/41) dos esqueletos com HID
(Figura 3.8).
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Figura 3.7: Ossificacdo de ligamentos para além do LVCA nos individuos com
hiperostose idiopética difusa da Colecdo de Esqueletos Identificados do séc. XXI: a)
ossificacdo do ligamento vertebral comum posterior na vértebra C3 do Esqueleto n°
253; b) ossificacdo do ligamento amarelo na vértebra T10 do Esqueleto n® 83, norma
posterior; c) ossificacdo do ligamento amarelo na vertebra T12 do Esqueleto n° 64,
norma inferior; d) ossificacdo do ligamento supra-espinhoso (T4 a T12) do Esqueleto n°
64, norma lateral direita. Escala=5cm.
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Figura 3.8: Individuos com hiperostose idiopatica difusa da Colecdo de Esqueletos
Identificados do séc. XXI: a) preservacdo dos espacos do disco intervertebral (setas) no
Esqueleto n° 83 (T6 a T10), norma anterior; b) preservacdo do espaco das articulacbes
apofisarias (setas) no Esqueleto n°64 (T4 a T12), norma lateral esquerda. Escala=5cm.

3.1.2.2.  Esqueleto apendicular

Os entesofitos apendiculares em individuos com HID fazem parte dos critérios
de diagnostico utilizados nesta investigacdo (Rogers e Waldron, 2001), pelo que em
todos os esqueletos diagnosticados com HID existe, no minimo, um entesofito
apendicular.

A articulagéo sacroiliaca® apresenta ossificagdo para-vertebral em 51,2% (21/41)
dos esqueletos com HID. A ossificacdo e anquilose bilateral apresentam os valores mais
elevados, sendo 19,5% (8/41) e 12,2% (5/41) do total de numero de individuos com

HID, respetivamente (Figura 3.9). O teste binomial de proporcdes entre alteracOes

2 A articulacio sacroiliaca foi incluida no subcapitulo esqueleto apendicular devido aos enteséfitos dos
coxais, no entanto esta regido € constituida por dois ossos do esqueleto apendicular, os iliacos, e um 0sso
do esqueleto axial, o sacro.
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esquerda (n=4), direita (n=5) e bilaterais (n=16) revelou diferencas significativas

(p<0,001, n=21). Ha que ter em consideragcdo que ndo se encontrou nenhum caso com

anquilose direita ou esquerda, entre os quarenta e um esqueletos com HID (Tabela 3.6 e

3.8).

Tabela 3.6: Frequéncias absolutas (n) e relativas (%) das lesdes na articulagédo
sacroiliaca dos individuos com HID e apenas dos individuos com ossificacdo ou

anquilose (com lesdo).

AlteracGes da articulacdo sacroiliaca

Esqueletos com

Esqueletos com

HID leséo
n/N % n/N %

Ossificacao Esquerda 4/41 9,8 4/13 30,8

Direita 1/41 2,4 1/13 7,7

Bilateral 8/41 19,5 8/13 61,5

Subtotal 13/41 31,7 13/13 100
Anquilose Esquerda 0/41 0,0 0/5 0,0

Direita 0/41 0,0 0/5 0,0

Bilateral 5/41 12,2 5/5 100

Subtotal 5/41 12,2 5/5 100
Ossificacao Esquerda e Anquilose Direita 3/41 7,3 3/3 100
Total 21/41 51,2
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Figura 3.9: Fuséo bilateral para-articular, na regido antero-superior (setas vermelhas),
com preservacdo do espago da articulacdo (setas amarelas) sacroiliaca no esqueleto
n°27, com diagnostico de hiperostose idiopatica difusa, da Colecdo de Esqueletos
Identificados do séc. XXI. Escala=5cm.

A crista iliaca apresentava entesofitos em 82,9% (34/41) dos individuos com
HID. Entesofitos no buraco obturador foram observados em 7,3% (3/41) dos individuos.
A tuberosidade isquiatica apresentava enteséfitos em 76,3% (29/38) dos individuos com
HID e tuberosidade isquiatica observavel (Figura 3.10). A distribuicdo dos enteséfitos

por lateralidade nestas regides encontra-se descrita na Tabela 3.7.
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Figura 3.10: Entesofitos na regido iliaca (setas) nos esqueletos com hiperostose
idiopatica difusa nos esqueletos da Colecdo de Esqueletos Identificados do séc. XXI: a)
entesofitos na crista iliaca, Esqueleto n°15; b) Entesofitos na tuberosidade isquiatica,
Esqueleto n°® 253; ¢) Entesofitos no buraco obturador, Esqueleto n® 71. Escala=5cm.

O membro superior foi ligeiramente menos afetado que o membro inferior,
ostentando entesofitos em 90,2% (37/41) face a 97,5% (39/40) dos esqueletos com HID.
Um dos individuos apresentava amputacdo dos membros inferiores, pelo que a
observacao nao foi possivel. A analise estatistica inferencial permite afirmar que ndo ha
uma diferencas significativas entre a afetacdo dos membros superiores e inferiores
(p=0,644, n=40 com o teste exato de Fisher). Como se pode verificar na Tabela 3.7, as
inser¢Oes ligamentares mais afetadas foram a inser¢do dos musculos pequeno e médio
gliteo no grande trocanter 75,0% (30/40), a inser¢do do musculo psoas-iliaco no
pequeno trocanter 62,5% (18/40) do fémur, a insercdo do musculo quadricipite crural na
patela 75,0% (24/32) e a insercdo do tenddo de Aquiles na parte posterior do calcaneo
76,8% (30/39). Os entesofitos direitos e esquerdos simultaneamente apresentam um
maior nimero de individuos em todos os locais analisados quando comparados com 0s
que apresentam osteofitos apenas do lado direito ou do lado esquerdo (Tabela 3.7 e
Figuras 3.11-1, 2, 3 e 4).
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Figura 3.11-1: Entesofitos (setas) no esqueleto apendicular nos esgueletos com
hiperostose idiopatica difusa nos esqueletos da Cole¢do de Esqueletos Identificados do
séc. XXI: a) enteséfitos no tubérculo maior e/ou menor do umero, Esqueleto n° 190; b)
entesofitos no epicondilo medial e/ou lateral do Umero, Esqueleto n° 64; c) entesofitos
na insercdo do masculo tricipite braquial na ulna, Esqueleto n° 64. Escala=5cm.
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Figura 3.11-2: Entesofitos (setas) no esqueleto apendicular nos esqueletos com
hiperostose idiopatica difusa nos esqueletos da Colecdo de Esqueletos Identificados do
séc. XXI: a) entesofitos no grane trocanter do fémur do Esqueleto n° 187; b) entesoéfitos
no pequeno trocanter do fémur, Esqueleto n°® 253; c¢) enteséfitos ao longo da linha
aspera do fémur, Esqueleto n® 253. Escala=5cm.

Figura 3.11-3: Entesofitos (setas) no esqueleto apendicular nos esqueletos com
hiperostose idiopatica difusa nos esqueletos da Colegdo de Esqueletos Identificados do
séc. XXI: a) enteséfitos na parte anterior das patelas, Esqueleto n° 85; b) enteséfitos na
inser¢do do ligamento patelar na tibia, Esqueleto n°® 253; c¢) entesofitos na insercao do
musculo solear na parte posterior da tibia, Esqueleto n® 253. Escala=5cm.
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Figura 3.11-4: Figura 3.11-3: Entesofitos (setas) no esqueleto apendicular nos
esqueletos com hiperostose idiopatica difusa nos esqueletos da Colecdo de Esqueletos
Identificados do séc. XXI: a) enteséfitos na insercdo do tenddo de aquiles na parte
posterior do calcaneo, Esqueleto n® 253; b) entesofitos na Fascia plantar no calcaneo,
Esqueleto n°® 253. Escala=5cm.

O teste binomial de proporc¢des entre enteses direitas, esquerdas e bilateral sdo
apresentados na Tabela 3.8. A distribuicdo das enteses entre o lado direito, esquerdo e
bilateral apresenta diferencas estatisticamente significativas em todas as enteses para as
que foi realizado o teste das proporcdes, tuberosidade isquiatica (p=0,001, n=29), crista
iliaca (p=0,001, n=34), ulna (p=0,048, n=12), patela (p=0,034, n=24) e calcaneo
posterior (p=0,001, n=30). Observado os valores residuais observa-se que as enteses
direita e esquerda em simultaneo sdo as mais elevadas em todos os locais de inser¢éo

analisados (Tabela 3.8).
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Tabela 3.7: Frequéncias em numeros absolutos (n) e relativos (%) dos entesofitos, dos esqueletos com HID e dos esqueletos com leséo, no

esqueleto apendicular por lateralidade.

Entesofitos

Esqueletos com HID Esqueletos com leséo
Insercdo Total Direito Esquerdo Bilateral Direito Esquerdo Bilateral

n/N % n/N % n/N % n/N % n/N % n/N % n/N %
Tuberosidade isquiatica 29/38 76,3 2/38 53 6/38 158 21/38 553 2/29 6,9 6/29 20,7 21/29 72,4
Crista iliaca 34/41 829 1/41 24 11/41 26,8 22/41 53,7 1/34 29 11/34 32,4 22/34 64,8
Ligamento no tubérculo maior e/ou menor do Gmero 12/41 29,3 1/41 24 2/41 49 9/41 220 1/12 8,3 2/12 16,7 9/12 75,0
Ligamento no epicondilo medial e/ou lateral do tmero  11/41 26,8 0/41 0,0 2/41 49 9/41 220 0/11 00 2/11 182 9/11 818
Mousculo tricipite braquial na ulna 12/39 30,8 1/39 26 3/39 7,7 8/39 205 1/12 8,3 3/12 250 8/12 66,7
Mdasculos pequeno e médio glateo no grande trocanter 30/40 75,0 5/40 125 1/40 25 24/40 60,0 5/30 16,7 1/30 3,3 18/30 60,0
do fémur
Musculo psoas-iliaco no pequeno trocanter do fémur 25/40 625 4/40 100 3/40 75 18/40 450 4/25 16,0 3/25 12,0 18/25 72,0
Ligamento na linha aspera do fémur 16/40 40,0 0/40 0,0 2/40 5,0 14/40 350 0/16 0,0 2/16 125 14/16 875
Mdsculo quadricipite crural na patela 24/32 75,0 6/32 18,8 4/32 125 14/32 438 6/24 250 4/24 16,7 14/24 58,3
Ligamento patelar na tibia 18/39 46,2 2/39 51 4/39 10,3 12/39 30,8 2/18 11,1 4/18 22,2 12/18 66,7
Mdsculo solear na parte posterior da tibia 14/40 35,0 1/40 25 4/40 10,0 9/40 225 1/14 71 4/14 28,6 9/14 64,3
Tend&o de aquiles na parte posterior do calcaneo 30/39 76,9 3/39 7,7 539 128 22/39 56,4 3/30 10,0 5/30 16,7 22/30 73,3
Fascia plantar no calcaneo 10/39 23,1 1/39 2.6 0/39 00 9/39 231 10/39 10,0 0/20 00 9/10 90,0

Legenda: n - Nimero de entesofitos; N - Nimero total de individuos com HID e a regido observavel/Numero total de individuos com HID e lesdo na regido, respetivamente
em esqueletos com HID e esqueletos com leséo; % - percentagem.



Tabela 3.8: Resultados dos testes de proporcdes realizados as zonas de enteses descritas
na literatura como as mais frequentemente afetadas nos individuos com HID.

Zona de o gl p n Lateralidad n n n
entese . e observad esperad residua
0 0 I
Sacroiliaca 18,00 2 <0,00 2 Direito 4 7,0 -3,0
0 1 1  Esquerdo 1 7,0 -6,0
Bilateral 16 7,0 9,0
Tuberosidad 20,75 2 <0,00 2 Direito 2 9,7 -1.7
e isquiatica 9 1 9 Esquerdo 6 9,7 -3,7
Bilateral 21 9,7 11,3
Cristailiaca 19,47 2 <0,00 3 Direito 1 11,3 -10,3
1 1 4 Esquerdo 11 11,3 -0,3
Bilateral 22 11,3 10,7
Ulna 6,500 2 0,048 1 Direito 1 4,0 -3,0
2  Esquerdo 3 4,0 -1,0
Bilateral 8 4,0 4,0
Patela 7,000 2 0,034 2 Direito 6 8,0 -2,0
4 Esquerdo 4 8,0 -4,0
Bilateral 14 8,0 6,0
Calcanhar 21,80 2 <0,00 3 Direito 3 10,0 -7,0
posterior 0 1 0 Esquerdo 5 10,0 -5,0
Bilateral 22 10,0 12,0

Legenda: xz - Resultado do teste Qui-quadrado; g.l.- graus de liberdade; p - significancia da estatistica,
valor de Fisher reportado; n - NUmero de entesofitos por zona; n observado - nimero de entesofitos
observados; n esperado - nimero de enteséfitos esperados; n residual - namero de entesoéfitos residuais.

A média de enteses com enteséfitos por individuo é de 12,3 (d.p.=5,9,
mediana=12,0) com um minimo de 3 e um maximo de 25 enteséfitos por individuo. A
regressao linear ndo permitiu identificar a idade a morte como preditor do nimero total
de enteses afetadas por individuo, ja que o modelo ndo é significativo (r=0,175;
r’=0,031; p=0,274, n=41).
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3.2. Analise Radiografica

3.2.1. Individuos com HID

Pela visualizagdo das radiografias dos 22 individuos com HID conformou-se o
diagnéstico de HID, contudo mostrou alguma divergéncia dos valores de vértebras com
leséo.

Avaliou-se a contagem do numero de vértebras com anquilose do LVCA nas
radiografias, que resultou num total de 146 vértebras com anquilose, com uma média de
7,3 (d.p.=1,7, mediana=7,0) por coluna vertebral ¢ um méaximo e minimo de 11 e 5,
respetivamente. Repetimos a contagem no 0sso seco, tendo em conta a regido
correspondente a radiografada. No 0sso seco encontraram-se 153 vértebras com
anquilose sendo a média por coluna vertebral de 7,7 (d.p.=1,9, mediana=7,5) com o
méximo e minimo de 12 e 5° respetivamente. Os resultados foram os apresentados na

tabela que se segue (Tabela 3.9).

Tabela 3.9: Comparacdo da anquilose na coluna vertebral na anélise radiografica e na
observagao do 0sso seco a olho nu’.

Radiografia Osso0 seco
N 146 153
Média 7,3 7,7
NuUmero de vértebras Mediana 7,0 75
com anquilose d.p. 1,7 1,9
Max. 11 12
Min. 5 5

Legenda: N - Numero total de vértebras com anquiloses; d.p. -desvio padrdo; Max. - maximo; Min. -
minimo.

No que toca a preservacdo do espaco do disco intervertebral encontramo-lo
preservado em 90,0% (18/20) dos individuos existindo apenas uma ligeira reducdo em
10,0% (2/20), sendo que apenas um espaco do disco intervertebral em cada esqueleto
apresentava esta alteracdo. A preservacdo do espaco das articulagcbes apofisarias

posteriores foi encontrada em 95,0% (19/20) dos individuos, sendo que em 5,0% (1/20)

* O nimero minimo de vértebras com anquilose do ligamento vertebral comum anterior no 0sso seco
(Min.=5) é inferior ao critério estabelecido para levar o esqueleto a radiografia (Min.=6), esta diferenca
verifica-se devido ao facto do critério ter sido estabelecido para a coluna vertebral no total, no entanto,
apenas foi radiografado o segmento vertebral de interesse, maioritariamente a regido toracica.

59



ndo se observou preservacdo num espaco da articulacdo das apdfises posteriores.
Encontramos nestas duas variaveis diferencas entre a observagdo no 0sso seco e na
andlise radiografica em trés individuos cuja observacdo no 0sso seco ndo se revelou
notdria e na andlise radiogréafica sim (Figura 3.12). Como se observa na Figura 3.12 o
espaco do disco intervertebral ndo parece estar alterado no 0sso seco, no entanto, na
andlise radiografica existe ligeira alteracdo dessa mesma altura. Tal como acontece com
a apofise posterior, onde no 0sso seco aparenta existir apenas artrose nas apofises

posteriores e no Raio-X aparenta existir fusdo da articulacéo apofisaria posterior.

Figura 3.12: Comparacdo de radiografia convencional (a) com fotografia do 0sso seco
(b) na Colecéo de Esqueletos Identificada do sec. XXI: Esqueleto n® 73 com diagnostico
de hiperostose idiopética difusa, regido toracica (T3 a T9), norma lateral esquerda. Setas
a direita das imagens, ligeira reducdo do espaco do disco intervertebral. Setas a
esquerda das imagens, reducdo do espaco das articulagbes apofisarias posteriores.
Escala=10cm em a e escala=5cm em b.
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3.2.2. Esqueletos com diagnostico indefinido

No total foram encontrados 4,4% (10/227) esqueletos que apresentavam aspetos
que eram compativeis com o diagnostico de HID. Na parte antero-lateral direita da
coluna vertebral toracica, apresentam fusdes e/ou ossificacfes do LVCA em pelo menos
trés vértebras consecutivas tipicas da doenga, no entanto, apresentavam também
caracteristicas que ndo sdo tipicas de HID, como erosdo nas articulagdes das maos ou
dos pés (n=7), auséncia acentuada de preservacdo dos espacgos do disco intervertebral
(n=2), anquilose intra-articular nas articulacbes apofisarias posteriores (n=1) ou
presenca de mais de duas vértebras com sindesmofitos na coluna vertebral (n=7).

A andlise radiogréafica permitiu excluir seis casos como possiveis HID. Dois
individuos apresentavam sindesmofitos generalizados e ndo preservacdo espaco do
disco intervertebral, caracteristicas mais tipicas de espondiloartropatias (Figura 3.13).
Trés dos esqueletos ndo apresentavam preservacdo do espaco intervertebral, em dois
destes a auséncia da preservacdo junta-se a erosdo detetada nos 0ssos das maos e pés
(observacdo no o0sso seco). Um dos esqueletos apresentava fusdo intra-articular das
articulacGes apofisarias no 0sso seco que se confirmou na andlise radiogréafica, juntando
a ndo preservacao dos espacos do disco intervertebral.

Nos restantes quatro casos, apesar das radiografias ndo serem conclusivas, trés
esqueletos foram excluidos do diagndstico positivo de HID porgue apresentavam erosdo
nas articulacdes dos 0ssos dos pés e/ou maos (Figura 3.14). O ultimo caso foi excluido
do diagnostico positivo de HID pela generalizada presenca de sindesméfitos na regido

toracica.
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Figura 3.13: Comparacdo de radiografia convencional (a) com fotografia do 0sso seco
(b) na Colecédo de Esqueletos Identificada do séc. XXI: Esqueleto n® 6 com diagnostico
indefinido, regido toracica e lombar superior (T3 a L2), norma lateral esquerda. Notdria
a presenca de sindesmofitos generalizados (chaveta) e ndo preservacdo do espaco do
disco intervertebral, caracteristicas tipicas de espondiloartropatias Escala=10cm em a e
escala=5cm em b.
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Figura 3.14: Erosdo no 0sso navicular do Esqueleto n® 18, com diagndstico indefinido,
da Colecao de Esqueletos Identificados do séc. XXI. Escala=5cm.
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4. Discussao

Pretende-se, neste capitulo, discutir os aspetos biodemograficos dos individuos
com diagndstico compativel de HID na CEI/XXI, comparar os resultados com os
demais descritos na literatura e discutir-se a distribuicdo das lesdes no esqueleto. Com o
propdsito de reforcar a ponte entre a HID e a Antropologia Forense, dar-se-& énfase ao
auxilio da HID na determinacdo do perfil bioldgico e como fator de identidade. Por

ultimo, realiza-se uma breve descricdo das limitacdes deste estudo.

4.1. Prevalénciada HID

A HID tem sido descrita desde 1950 (Forestier e Rotés-Querol, 1950). E uma
doenca comum na populacdo atual, sendo expectavel encontra-la em 3-6% dos
individuos (Maziéres e Rovensky, 2000). A HID é transversal a todos os continentes e
em todos os grupos étnicos (Mader et al., 2013). Apesar de primariamente descrita em
humanos, ¢ uma doenca diagnosticada também noutros animais (Lagier, 1989;
Kranenburg et al., 2014). Foi igualmente descrita em antepassados humanos (Trinkaus
et al., 2008) e ndo humanos (Rothschild, 1987). Através do trabalho de pesquisa
bibliogréafica realizado consegue-se perceber que na paleopatologia a HID também nao
estéa restrita geografica nem temporalmente (Spencer, 2008).

Em contexto clinico, a HID continua a ser confundida com DDD e EA
(Verdone, 2010). Existem alguns estudos sobre a concomitancia da HID com outras
doencas, nomeadamente com a artrite psoriatica (AP) (Pappone et al., 2015), EA
(Olivieri et al., 2013), DDD (Mader et al., 2012; Mader, 2003; Resnik et al., 1978).
Kagotani e colaboradores (2015) desenvolveram um estudo para avaliar a
concomitancia da HID com a osteofitose lombar e osteoartrite do joelho foi realizado
com participantes de areas montanhosas e costeiras do Japdo. A prevaléncia de
espondilose lombar foi maior nos individuos com HID do que sem HID, a mesma
tendéncia se verifica relativamente a osteoartrose do joelho (Kagotani et al., 2015). Kim
e Jun (2006) descreveram num paciente de EA, com 11 anos de duracdo, coexisténcia

de HID e ossificacdo do LVVCP. Anteriormente ja tinha sido descrito um caso de um
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paciente que demonstrou ter caracteristicas de HID e caracteristicas de EA (Kozanoglu
et al., 2002).

Estudos paleopatoldgicos revelam que casos de HID foram, no passado,
confundidos com casos de EA. Uma investigacdo em mumias do antigo Egipto datadas
entre a 182 e 20% dinastia pdem em causa a antiguidade da EA. Nesta investigacdo foram
realizadas tomografias computadorizadas de treze mUmias egipcias, nenhuma com o
diagnéstico de EA, nove com o LVCA de estrutura linear densa ao longo do lado
antero-lateral dos corpos vertebrais e quatro preenchem os critérios de Resnick e
Niwayama (1976) para o diagnéstico de HID (Saleem e Hawass, 2014). Rogers e
colaboradores (1985) fizeram uma revisdo de material arqueoldgico desde a 212 dinastia
até ao meio do séc. XIX de mumias e esqueletos do Egipto. No passado tinha sido
registada uma elevada prevaléncia de EA nestes esqueletos. Este estudo revelou uma
alta prevaléncia de osteofitose do corpo vertebral e HID, o que comprova as davidas
acerca dos relatos anteriores da frequéncia da EA (Rogers et al., 1985). Aquando a
leitura de bibliografia antiga, principalmente anterior a 1950, em contexto clinico e
paleopatoldgico, deve ter-se em atencdo o supracitado nos dois paragrafos anteriores,
deve interpretar-se as lesdes descritas para se perceber se ndo se esta perante casos de
diagnostico errado ou concomitancia de doencas.

Na tabela 4.1 encontra-se uma compilacdo de alguns dos estudos sobre a
prevaléncia da HID em contexto paleopatolégico e clinico, onde se pode observar a
variabilidade de prevaléncias entre estudos sobre a enfermidade. A prevaléncia da HID,
em estudos de contexto clinico, varia entre 30,0% (Pappone et al., 2015) e 1,9%
(Julkunen et al., 1971). Na paleopatologia, a prevaléncia geral varia entre 0,8% (Smith
et al., 2013) e 40,4% (Verlaan et al., 2007).

No presente estudo, a prevaléncia de HID, obtida através dos critérios de
diagnéstico de Rogers e Waldron (2001), é de 18,1% (41/227). Interpelando estes
resultados com os demais descritos na literatura paleopatoldgica constata-se uma
aproximagéo aos resultados de Mays (2000), que estudou 69 esqueletos medievais de
Ispwich Blackfriars em Inglaterra, com 15,9% de prevaléncia. Rogers e Waldron
(2001), numa das suas amostras referente ao séc. X1V na Wells Cathedral (Stillington’s
Chapel), obtiveram uma prevaléncia de 23,1% (3/13), enquanto Van der Merwe e
colaboradores (2012) encontraram uma prevaléncia de 17,0% (43/253), aquando a
utilizacdo dos critérios de Rogers e Waldron (2001), em 232 esqueletos do séc. XVI e

21 dissecgdes anatdmicas na Holanda.
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Estudos com resultados dispares, inferiormente, sdo os de Ozga (2009), numa
amostra de esqueletos americanos do Wisconsin do séc. XIX e XX, cuja prevaléncia foi
de 1,2% (12/973), e a investigacdo de Smith e colaboradores (2013) que encontraram
apenas 0,8% (3/389) de prevaléncia em restos esqueléticos de individuos pré-
colombianos do norte da América. Rogers e colaboradores (1985) encontraram uma
prevaléncia de 2,3% (13/560) numa amostra de esqueletosde Wells Cathedral, séc. XIlII.
Em Franca, Vidal (2000) obteve uma prevaléncia de 2,8% (1/35) numa amostra
esquelética de Chatel Saint-Germain, da alta idade média e 3,7% (1/27) numa outra
amostra de Raucort do mesmo periodo, enquanto Kacki e Villotte (2006) estudaram 243
esqueletos obtendo resultados entre os 2,6 e 3,3%, entre 0 séc. XV a XVIII. Numa
amostra chilena, desde 2000 a.C. a 1500 d.C., apuraram-se 4% (5/127) de individuos
entre mimias e esqueletos (Arriaza, 1993). Em todos os estudos referidos, as amostras
sdo temporalmente distantes (Tabela 4.1), o de Ozga (2009) é o mais recente, ainda
assim distanciado por dois séculos.

Estudos dispares por excesso obtiveram-se numa populacdo da Holanda onde a
prevaléncia foi de 40,4% (17/42) numa amostra de restos esqueléticos de 51 individuos
(Verlaan et al., 2007). Sallem e Hawan (2014), numa em 13 mumias egipcias datadas
entre 1492-1153 a.C. obtiveram uma prevaléncia de 30,8%. Na literatura consultada
estes sdo 0s Unicos estudos onde a prevaléncia foi superior a 30,0%. Prevaléncias tao
elevadas de HID sdo muito incomuns, principalmente numa populacédo relativamente
jovem (x=49,5 anos de idade a morte dos individuos com HID). Os autores sugerem
que os individuos em estudo seriam, provavelmente, de elevado estatuto
socioecondémico (extrapolando pelo seu local de enterramento, dentro dos limites de
igreja, normalmente reservado a sacerdotes, monges e cidaddos de elevado estatuto
socioeconémico) onde a oferta de alimentos era abundante e o trabalho sedentario
(Verlaan et al., 2007).

No contexto clinico, encontram-se resultados semelhantes aos da presente
investigacdo com o estudo de Westerveld e colaboradores (2008) com 17,0% (85/501)
em pacientes da Holanda e Hirasawa e colaboradores (2016), em pacientes hospitalares
do Japdo, onde se obteve uma prevaléncia de 17,6% (98/558). Estudos divergentes por
defeito resultaram das investigagcOes feitas por Julkunen e colaboradores (1971) em
analises Raio-X de individuos da populacdo finlandesa com 1,28% (164/12.858) de
prevaléncia. Kagotani e colaboradores (2015) encontraram 10,8% (177/1647) de

prevaléncia de HID na populacdo de varias comunidades do Japdo. Disparidades por
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excesso verificaram-se num estudo desenvolvido em Nova York por Boachie-Adjei e
Bollough (1987) com prevaléncia de 28,0% (21/75) em colunas removidas de
procedimentos autdpticos. Em Itélia, Pappone e colaboradores (1996) obtiveram 27,9%
(69/247) de prevaléncia no Centro Médico de Salvatore Maugeri e, anos mais tarde,
30,0% (24/80) de prevaléncia de HID em doentes italianos (Pappone et al., 2015)
(Tabela 4.1).

Em suma a prevaléncia da presente investigacdo enquadra-se nas prevaléncias,
quer em estudos paleopatoldgicos quer em contexto clinico, existindo uma grande
amplitude de prevaléncias em ambos os contextos. No contexto paleopatoldgico, a
prevaléncia desta investigacdo é superior & maioria da reportada nos restantes estudos,
existindo apenas trés amostras paleopatolégicas com prevaléncias superiores (Cunha,
1993; Rogers e Waldron, 2001; Verlaan et al., 2007) (Tabela 4.1-vermelho). Regra
geral as prevaléncias em estudos de contexto clinico sdo um pouco mais elevadas do em
contexto paleopatoldgicos, sendo as prevaléncias superiores a 10,0% uma constante nos
estudos mais recentes. Isto pode dever-se ao facto de se utilizar dados mais recentes
(aumentando a prevaléncia da HID com o aumento da esperanca média de vida), a
facilidade a acesso a estes dados de pacientes hospitalares e a fatores tafonémicos que
podem influenciar o diagnéstico em material do passado. Note-se que as comparacgdes
diretas entre estudos de contextos clinicos e paleopatoldgicos, bem como em estudos
realizados no mesmo contexto com diferentes critérios de diagndstico, devem ser
olhadas com cuidado, uma vez que os critérios de diagndéstico utilizados influenciam os
resultados obtidos. VVan der Merwe e colaboradores (2012) levaram a cabo um estudo de
duas amostras esqueléticas da Holanda, utilizando quatro critérios de diagnéstico
diferentes para estabelecer a prevaléncia da HID. Segundo os critérios de Resnick e
Niwayama (1976). a prevaléncia foi de 5,5%, com os critérios de Arlet e Maziéres
(1985) foi de 11,5%, seguindo Utsinger (1985) com 11,1% e a maior prevaléncia foi de
17,0% segundo os critérios de Rogers e Waldron (2001). Oliveira (2016) investigou a
prevaléncia da HID, na Cole¢do de Esqueletos Identificados da Universidade de
Coimbra, segundo trés critérios de diagndstico diferentes. Quando utilizados os critérios
de Resnick e Niwayama (1976) a prevaléncia foi de 1,9%, com os critérios de Arlet e
Mazieres (1985) 2,1% e segundo os critérios de Rogers e Waldron (2001) uma
prevaléncia de 5,1%. Para que se possa estudar a prevaléncia da HID em populagdes de

esqueletos e fazer comparacOes interdisciplinares é crucial que os critérios de
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diagnostico sejam estandardizados para os diferentes observadores (Rogers e Waldron,
2001).

Conclui-se que o perfil etério, sexual ou cronologia da amostra utlizada, bem
como os critérios de diagnostico utilizados podem ser fatores bastante influentes na
variabilidade das prevaléncias em diferentes estudos.

Apesar de geograficamente proximos, os resultados da presente investigacdo
divergem dos recentes estudos feitos em colecdes identificadas portuguesas, onde foram
utilizados os mesmos critérios de diagnostico. Oliveira (2016), numa amostra de
esqueletos do séc. XX, da Colecdo de Esqueletos Identificados da Universidade de
Coimbra, encontrou uma prevaléncia geral de 5,1% (22/432) de HID. Marques e Matos
(2014) encontraram uma prevaléncia de 8,8% (45/514) numa amostra de esqueletos da
Colecdo de Esqueletos Identificados do Museu Bocage, séc. XIX e XX. Os resultados
das investigacdes de Oliveira (2016) e Marques e Matos (2014) foram inferiores aos
resultados obtidos na CEI/XX1 (18,1%; 41/229). A idade a morte pode ser o fator
divergente entre estas trés amostras. Sendo que a amostra utilizada na corrente
investigacdo apresenta uma média de idade a morte (¥=77,5+14,2 anos) superior em
relacdo a amostra da Colecdo de Esqueletos Identificados da Universidade de Coimbra
(x=48+18,5 anos) e a Colecdo de Esqueletos Identificada do Museu Bocage
(¥=61,6+18,4 anos). A distancia cronoldgica das trés colecbes (séc. XIX, XX e XXI)
junta-se ao facto anterior para a variacdo de prevaléncias encontrada. Pois sendo a HID
uma doenca caracteristica de idades avancadas (Weinfield et al., 1997) e estando a
esperanca média de vida a aumentar na populacdo atual (WHO, 2016), é espectavel que
a prevaléncia de HID aumente em populacGes bastante préximas geograficamente e
distantes temporalmente. Estes trés estudos confirmam que a prevaléncia aumentou,
possivelmente com o aumento a esperanca média de vidada populacdo. Nigian e
Littlejohn (2010) e Spencer (2008) também referem que a prevaléncia da HID parece ter
vindo a aumentar com 0 aumento da esperanca média de vida. No entanto, note-se que a
prevaléncia obtida na presente investigacdo é também semelhante aos resultados de
alguns estudos em populagdes cronologicamente distantes, como Mays (2000) com
amostras de esqueletos medievais e Rogers e Waldron (2001) do séc. XVI, em
Inglaterra, e Van der Merwe e colaboradores (2012), séc. XVI na Holanda, o que nédo é

perfeitamente consistente com a ideia do aumento de HID em populagdes atuais.
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Tabela 4.1: Breve compilagdo dos estudos realizados em contexto paleopatoldgico e clinico sobre a HID, referindo a amostra utilizada, o local e
a prevaléncia do sexo feminino, masculino e geral para cada estudo apresentado.

Estudo Contexto Amostra/Local Feminino  Masculino Total
Presente Paleopatolégico 229 esqueletos da CEI/XXI, Coimbra, Portugal (séc. XIX) 13,4% 23,1% 18,1%
. L . 432 esquelet leca E | Identifi , Coimbra,
Oliveira (2016) Paleopatoldgico queletos da Colegao de sque etos Identificados, Colmbra 2,5%* 7,3%" 5,1%"
Portugal (sec. XX)
Plischuk e Inda - 100 esqueletos da Colegdo Osteoldgica Professor Doutor Romulo
Pal I . . 1* 4,5%* ,0%*
(2015) aleopatologico Lambre, La Plata, Argentina (séc. XX) o % 6.0%
Marqgues e Matos L . 514 esqueletos da Colecéo de Esqueletos Identificados do Museu
Pal I . ; 2% 11,7% ,8%
(2014) aleopatologico Bocage, Lisboa, Portugal (Séc. XIX e XX) 6.2% ° 8.8%
Saleem e Hawass, (o 13 muamias egipcias do Museu do Cairo datadas entre 1492-1153 ok o ok
(2014) Paleopatol6gico a.C. (imagens de TC) 0,0% 40,0% 30,8%
. - 398 esqueletos pré-colombianos de River Valley, Leste
Paleopatolégico ) . ,0%* 29 89
Smith et al (2013) P g Tennessee, America do Norte (sec. X1V e XV) 0.0% 1.2% 0.8%
Van der Merwe et - 232 esqueletos de duas amostras do séc. XVI e 21 amostra de 1 1 1
Pal I . . . 14,2% 20,5% 17,0%
al. (2012) aleopatologico disseccOes anatdmicas modernas de Leiden, Holanda ° 0.5% 0%
- 973 esqueletos humanos do cemitério de Milwaukee County ok ok 0
©Ozga (2009) Paleopatologico Institution Grounds, Wisconsin (Séc. XIX e XX) 0.0% 1.4% 1.2%
Verlaan et al. - - . o
(2007) Paleopatologico 51 esqueletos de varios locais da Lituania (275 a 1975 d.C.) 45,5%* 35,7% 40,4%
Kacki e Vilotte L . 243 esqueletos do cemitério do convento Soeurs Grises, Franga
Pal I , 1,5-2% 15,6-18,8% 2,6-3,3%
(2006) aleopatoldgico (séc. XV a XVIII) 5-2% 5,6-18,8% 6-3,3%
, . 142 I 1° miléni ,1+2,99
Jankauskas (2003) Paleopatoldgico esqueletos do 1° milenio 2,6+1,3% 18,0+2,4% 9,1£2,9%

316 esqueletos do 2° milénio, Lituania

13,29+1,91%
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Tabela 4.1: Breve compilagdo dos estudos realizados em contexto paleopatoldgico e clinico sobre a HID, referindo a amostra utilizada, o local e
a prevaléncia do sexo feminino, masculino e geral para cada estudo apresentado (continuacao).

15 esqueletos homens, Wells Cathedral — Lady Chapel (séc. XIII)

- - 0
13 esqueletos homens, Wells Cathedral — Stillington’s Chapel ] ] ;2?02
(séc. XV1) o
. - - 5%
(RZ%%%S e Waldron Paleopatologico 93 esqueletos homens, Wells Cathedral ] ] 161550;)
52 esqueletos homens, Royal Mint (séc. XIV) ] ] 0 ’00/
99 esqueletos homens, Royal Mint e
Inglaterra
. L 35 esqueletos, Chatel Saint-Germain, Franca (alta idade média) - - 2,8%
Pal . L
Vidal (2000) aleopatoogico 27 esqueletos de Raucourt, Franca (alta idade média) - - 3,7%
L 69 esqueletos medievais de Ispwich Blackfriars e 5,0% 20,4% 15,9%
Mays (2000) Paleopatologico 149 esqueletos medievais de Wharram Percy, Inglaterra 0 5,9% 3,4%
- 44 esqueletos da época medieval e - - 11,4%
Pal I )
Cunha (1993) aleopatologico 51 esqueletos do séc. XIX e XX, Portugal - - 27,4%
Arriaza (1993) Paleopatol6gico 504 mUmias e esqueletos do Chile, desde 2000 a.C. a 1500 d.C. - - 4%
Rogers et al. L 560 esqueletos de Wells Cathedral, achados arqueoldgicos desde
Pal I . - - 2,3%
(1985) aleopatologico 1070 a.C. a0 séc. XIX. Inglaterra 3%
, . 42 I i ieval de M M Pri ,
Waldron (1985) Paleopatolgico esqueletos do periodo medieval de Merton (Merton Priory) 0.0%* 7.3% 8 6%
Inglaterra
Hirasawa et al. Clinico 558 pacientes hospitalares, com Raio-X e 10,9% 23,3% 17,6% (Raio-X)
(2016) TC, no Japéo 14% 38,7% 27,2% (TC)
Kagotani et al. Clinico 3.040 da base de dados ROAD?, Japao 4,8% 22,0% 10,8%

(2015)

* ROAD: Research on Osteoarthritis/osteoporosis Against Disability



Tabela 4.1: Breve compilagdo dos estudos realizados em contexto paleopatoldgico e clinico sobre a HID, referindo a amostra utilizada, o local e
a prevaléncia do sexo feminino, masculino e geral para cada estudo apresentado (continuacao).

Pappone et al. 80 doentes da Fundagdo de Salvatore Maugeri e Unidade de

L

ini 0f* 0f* 0,
(2015) Clinico Pesquisa de Artrite Psoridtica, Italia 29,4% 30,4% 30,0%
\(/;/gg'g;rveld etal. Clinico Radiografias de 501 pacientes holandeses 12,1% 22,7% 17,0%
Kiss et al. (2002b) Clinico Radiografias de 635 pacientes hingaros 12,8% 27,3% -
Weinfeld et al. - 2364 pacientes do Hospital e Clinica da Universidade de

Iin . . . 15,0% 09 -
(1997) Clinico Minnesota e Centro Médico de Hennepin County, EUA 5.0% 25.0%
Pappone (1996) Clinico 247 pacientes do Centro Médico de Salvatore Maugeri, Italia 47+ 22+ 27,94%
Boachie-Adjei e - 75 colunas removidas consecutivamente de autdpsias realizadas

Clinico 23,3%* 1,1%* 28,0%

Bullough (1987) n nos EUA 3:3% 31,1% 8,0%
\(Jfg;l;s)nen etal. Clinico 8.993 pessoas da populacéo finlandesa 2,6% 3,8% 2,6%*
Henrard e Bennet,
1973 in Spagnola Clinico Populagdo Pima do Arizona, EUA 4,7% 25,0% -
et al. (1978)
‘(]f;;(llj)nen etal, Clinico Anélise de raio-X a 12.858 pessoas da populacéo finlandesa 2,2% 3,5% 1,23%

- Informag&o ndo disponivel nos artigos;

*Percentagens calculadas com base nos dados apresentados pelos respetivos autores;

+N4&o havia dadas que permitissem calcular percentagens;

1 — Estudos onde se utilizaram varios critérios de diagndstico. Nesta tabela apresentam-se os valores obtidos para os critérios de Rogers e Waldron (2001).



A HID ¢ descrita como uma doenca de idades avancadas, nomeadamente em
individuos com mais de 40 anos (Weinfield et al., 1997). Esta variavel é um fator
importante a discutir quando se fala de HID. Independentemente do contexto (clinico ou
paleopatologico), com o aumento da idade aumenta também a prevaléncia de
enfermidade (Westerveld et al., 2008). Em estudos comparativos deve ter-se em conta o
perfil etario das amostras e o limite etario estabelecido em cada estudo. Alguns autores
optam por analisar individuos com mais de 15 anos de idade (e.g. Julkunen et al., 1971),
idade igual ou superior a 20 anos (e.g. Marques e Matos, 2007; Oliveira, 2016), mais de
50 anos (e.g. Westerveld et al., 2008). Alguns autores subdividem a sua amostra em
grupos etarios de 10 anos (e.g. Marques e Matos, 2007; Oliveira, 2016), ou subdividem
entre os 20 e os 50 anos, agrupando os individuos com mais de 50 anos (e.g.
Jankauskas, 2003). Varios estudos reportam que a prevaléncia da HID aumenta com o
avancar da idade. Kacki e Villotte (2006), no estudo realizado em Franca, concluiram
que o modo de vida influencia a expressdo da doenca, que pode ser atribuido a
diferencas da longevidade dos individuos, ou a comportamentos alimentares. No
presente estudo, apesar da prevaléncia de HID ndo incrementar proporcionalmente com
0 aumento da idade a morte (x’wag=0,678; p=0,410), este parece atingir
preferencialmente os individuos mais velhos, nomeadamente entre os 71 e 80 anos com
valores significativamente mais elevados (15/50; 30,0%) (Tabela 3.3, no capitulo 3). Na
analise estatistica inferencial observa-se que a prevaléncia dos individuos com e sem
HID é dependente da faixa etaria (y°=17,670; g.1.=7; p=0,017, com ajuste de Monte
Carlo, n=227). Em comparacdo com a prevaléncia geral, verificamos que nos individuos
com mais de 50 anos a prevaléncia de HID sobe para 18,7% (40/212), sendo que no
sexo masculino aumenta para 24,2% (24/99) e no feminino 14,2% (16/113).
Considerando os individuos com mais de 70 anos os resultados sdo 20,4% (35/172) no
total, 28,6% (20/70) e 15% (15/100) para o sexo masculino e feminino, respetivamente
(Tabela 4.2). Este facto vai de encontro ao descrito na literatura, ou seja, a prevaléncia
da HID tende a ser mais elevada com o aumento da idade.

Em contexto paleopatolégico, Arriaza (1993) diagnosticou uma prevaléncia de
HID em 1,5% (5/340) dos individuos da sua amostra com mais de 15 anos de idade e
esta aumentou para 4,0% (5/127) quando se consideram apenas 0s individuos com mais
de 40 anos. Jankauskas (2003) quando considera apenas individuos acima dos 50 anos
obteve uma prevaléncia de 30,2% (26/86), sendo o valor geral de 11,4% (52/458), na

amostra com mais de 20 anos de idade a morte. Em contexto clinico, Weinfeld e
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colaboradores (1997) observaram prevaléncias de 25,0% e 15,0% no sexo masculino e
feminino, respetivamente, ao considerarem individuos com mais de 50 anos. Na mesma
investigacdo os autores verificaram uma prevaléncia de HID nos homens de 28,0% e
nas mulheres de 26,0%, tendo a das mulheres aumentado muito mais do que a dos
homens, aproximando os seus valores aos dos individuos masculinos nos pacientes com
mais de 80 anos de idade.

Todavia, em alguns estudos depois dos 70 ou 80 anos de idade verifica-se um
decréscimo na prevaléncia da doenca, principalmente no sexo feminino, tendo sido ja
reportados casos em estudos de contexto paleopatologico (Marques e Matos, 2014) e em
contexto clinico (Hirasawa et al., 2016). Na presente investigacdo também se verificou
um decréscimo nas faixas étarias dos 81-90 (19/96; 19,8%) anos e 91-100 (1/26; 3,8%)
anos de idade a morte depois do pico de prevaléncia na faixa etaria dos 71-80 nos
esqueletos da amostra. Este decréscimo foi mais acentuado nos individuos do sexo
feminino, como se pode verificar na Tabela 3.3, do capitulo 3. Entre as faixas etarias
dos 71-80 anos para os 81-90 anos, a prevaléncia quebra de 32,1% para 28,9% no sexo
masculino e de 27,3% para 13,8% no sexo feminino. Que pode dever-se ao facto de a
esperanca media de vida ao nascimento em Portugal ser de 81 anos na populacdo geral,
84 e 78 para as mulheres e homens, respetivamente (WHO, 2015), pelo que a
sobrevivéncia dos individuos depois dos 80 anos de idade é mais reduzida.

Tabela 4.2: Distribuicdo dos individuos por sexo quando se consideram os individuos
com mais de 20 anos (toda a amostra), com mais de 50 e mais de 70 anos de idade a
morte.

Idade Feminino Masculino Total

n/N % n/N % n/N %
>20 16/119 13,4 25/108 23,1 41/227 18,1
>50 16/113 14,2 24/99 24,2 40/212 18,7
>70 15/100 15,0 20/70 28,6 35/172 20,4

Note-se que, no presente estudo, foi encontrado um outlier, ou seja, um
individuo situado no extremo da distribui¢do, ndo caracteristico do que normalmente é
associado a HID (Figura 3.1, no capitulo 3). Trata-se de um individuo do sexo
masculino com 31 anos de idade a morte e que desenvolveu HID precocemente na sua

vida. Apesar de bastante incomum ndo é um achado Unico, ja que foi relatado um caso
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de um esqueleto do sexo feminino entre os 20 e 0s 29 anos de idade (Marques e Matos,
2014) e trés individuos entre 0s 30 e 0s 40 anos de idade (Jankauskas et al., 2003).

A HID é prevalente no sexo masculino, este é duplamente mais afetado que o
feminino (Mader e Verlaan, 2012) sendo que ja foi reportada dferenca em triplo
(Oliveira, 2016). Na presente investigacao, os individuos com HID do sexo masculino
apresentam uma prevaléncia superior, 23,1% (25/108), em comparagcdo com 0 Sexo
feminino, 13,1% (16/119), superioridade estatisticamente significativa quando se
controla para a idade (x°waid=3,934, p=0.047; OR=2,073). Este resultado assemelha-se a
maioria dos estudos descritos na literatura (e.g. Marques e Matos, 2014 Kagotani et al.,
2015 Oliveira, 2016). Contudo, quer em estudos de contexto clinico (Pappone, 1996),
quer paleopatoldgico (Verlaan et al., 2007; Plischuk e Inda, 2015) ja foram reportadas
prevaléncias superiores no sexo feminino em comparacdo com o masculino. Pappone
(1996) na sua amostra de 247 pacientes do Centro médico de Salvador Maugeri, em
Italia, encontrou 47 mulheres com HID e apenas 22 homens, no entanto, ndo se conhece
0 ndmero total de mulheres e homens em estudo. Verlaan e colaboradores (2007)
encontraram uma prevaléncia de 45,5% (5/11) e 35,7% (10/28) em individuos do sexo
feminino e masculino, respetivamente. Plischuk e Inda (2015) encontraram uma
prevaléncia feminina de 9,1% (3/33) e masculina de 4,5% (3/67), estas diferencas foram
estatisticamente significativas. Estes dois estudos sdo uma minoria face a todos os
outros que revelam a predominancia masculina, pelo que ndo devem ser considerados
como padréo.

A prevaléncia, para 0 sexo masculino, da presente investigacdo assemelha-se a
alguns estudos no contexto paleopatolégico. Mays (2000) encontrou uma prevaléncia de
20,4% (10/49) em esqueletos masculinos medievais de Ispwich Blackfriars (Inglaterra),
Jankauskas (2003) verificou 18,0+2,4% em duas amostras esqueléticas do 1° e 2°
milénios, na Litudnia e, em esqueletos holandeses, nos quais Van der Merwe e
colaboradores (2012) obtiveram 20,5% (26/127). No que aos estudos do contexto
clinico diz respeito, os resultados na amostra da CEI/XXI no sexo masculino,
assemelham-se, de igual modo, a algumas investigacbes. Num estudo mais antigo, no
Arizona, de Henrard e Bennet (1973 in Spagnola et al., 1978), foram encontrados
25,0% de homens da populacdo Pima com HID. Weinfeld e colaboradores (1997)
verificaram 25,0% (276/1.107) de HID em pacientes hospitalares dos EUA, semelhante
aos resultados de Westervels e colaboradores, (2008) de 22,7% (52/229) em pacientes

holandeses. Hirasawa e colaboradores (2016), na andlise radiogréafica de pacientes
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hospitalares japoneses verificaram valores de 23,3% (70/300) e, ainda no mesmo pais,
Kagotani e colaboradores (2015) obtiveram uma prevaléncia de 22,0% (126/573) numa
base de dados de individuos radiografados. Quer em contexto clinico quer
paleopatologico, foram ja reportadas prevaléncias no sexo masculino superiores aos do
presente estudo. Bouachie-Adjei e Bullough (1987), Kiss e colaboradores (2002b),
Verlaan e colaboradores (2007), Salleem e Hawas (2014), Pappone e colaboradores
(2015) e Hirasawa e colaboradores (2016). Prevaléncias inferiores encontram-se nos
estudos de Julkunen e colaboradores (1971), Julkunen e colaboradores (1975), Mays
(2000), Verlaan e colaboradores (2007), Smith e colaboradores (2013), Marques e
Matos (2014) e Oliveira (2016).

Passando a referir apenas o sexo feminino, resultados semelhantes no contexto
paleopatoldgico, sdo a investigacdo de Van der Merwe e colaboradores (2012), onde a
prevaléncia foi de 14,2% para duas amostras de esqueletos e uma de disseccOes
anatémicas holandesas. No contexto clinico, equipara-se aos resultados de Weinfeld e
colaboradores (1997) com uma prevaléncia de 15,0% em 2.364 pacientes hospitalares
dos EUA. Kiss e colaboradores (2002b) obtiveram, entre 635 pacientes hungaros,
12,8% com HID e Westervels et al. (2008) analisaram 501 radiografias de pacientes
holandeses resultando numa prevaléncia de 12,1% de HID. Recentemente, Hiperasawa
e colaboradores (2016) registaram uma prevaléncia de 14,0% de HID em pacientes
hospitalares analisados com recurso a tomografia computorizada. Em contexto clinico e
paleopatoldgico existem estudos divergentes dos obtidos nesta investigacdo, em relacao
a prevaléncia de HID no sexo feminino, sdo os de Julkunen e colaboradores (1971),
Henrard e Bennet (1973), Mays (2000), Jankauskas (2003) Kacki e Villotte (2006),
Marques e Matos (2014), Kagotani e colaboradores (2015) e Oliveira (2016), todos
dispares inferiormente. Prevaléncia feminina superior apenas é reportada por Bouachie-
Adjei e Bullough (1987), Verlaan e colaboradores (2007) e Pappone e colaboradores
(2015).

O efeito do ano de morte foi também considerado, no entanto revelou que o0s
casos de HID ndo aumentam significativamente (y’waq=0,695; p=0,404). Isto pode
dever-se ao facto de o intervalo cronoldgico da presente amostra ser bastante reduzido,
os individuos morreram entre 1982 e 2012, encontrando-se a frequencoa mais elevada
nos anos de 1982, 1999 e 2005.

No entanto, ha que ter em consideracdo que os estudos realizados em colegdes

osteolodgicas sdo feitos em material esquelético, que representam apenas os individuos
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falecidos. Quer os estudos realizados em material esquelético, quer os estudos de
contexto clinico, realizados em hospitais, ndo sdo representativos da populacdo geral,
mas de uma parte especifica da populacdo. Perceber a prevaléncia da doenca na
populacdo geral seria importante, mas para isso ndo se podem utilizar apenas grupos
restritos de pessoas ou esqueletos. Acresce ainda o facto de nem todos os individuos
falecidos serem doados a CEI/XXI, pelo que a mortalidade dos individuos do concelho
de Santarém ndo esta representada na totalidade. Conclui-se entdo que o nosso estudo
ndo corresponde a real frequéncia da doenca, mas sim a frequéncia da doenca num

grupo restrito de individuos.

4.2. Distribuicdo das lesdes

A HID tem sido caracterizada como uma doenca de ossificacdo das enteses
(regido de insercdo de tenddes, ligamentos, ou capsulas articulares) (Maziéres e
Rovensky, 2000). A coluna vertebral, nomeadamente as alteragdes do LVCA na regido
torécica direita, referidas por todos os autores na documentacdo consultada e em todos
os critérios de diagnostico da doenca, € uma constante nos esqueletos com HID
(Mazieres, 2013). A coluna toracica esta afetada em todos os casos de HID, seguindo-se
a regido lombar e depois a cervical (Resnick e Niwayama, 1976). Na regido toracica, a
parte inferior é a mais afetada (T6 a T11), a regido cervical é igualmente afetada com
mais regularidade na parte inferior (C4 a C7) e a regido lombar encontra-se
predominantemente afetada na parte superior (L1 a L3) (Resnick et al., 1978). No
presente estudo o LVCA estava ossificado ou anquilosado na coluna toracica em todos
0s esqueletos, contudo, a coluna cervical e lombar foram afetadas em numero similar
58,5% (24/41) e 63,4% (26/41), respetivamente, ndo se verificando uma predominancia
da regido lombar sobre a cervical como sugere Resnick e Niwayama (1976). A regido
cervical estava predominante afetada na C5 e C6, com valores percentuais de 44,4 e
36,8, respetivamente. Na regido toracica, o segmento inferior, da T6 a T11, estava
afetado em mais de 80,0% dos individuos e na regido lombar o predominio de vértebras
com ossificagdo ou anquilose do LVVCA foi superior na L1 e L2, com 51,2% e 43,6% de
vertebras afetadas, respetivamente. Estes dados vao de encontro ao descrito na literatura
clinica (Resnick et al., 1978). A regido cervical inferior, toracica inferior e lombar

superior foram igualmente as mais afetadas no estudo de Oliveira (2016). Porém o0s
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valores percentuais deste estudo foram superiores na regido cervical e lombar [C5 com
44,4% dos individuos com ossificagdo do LVCA, C6 com 36,8%, L1 com 51,2% e L2
com 43,6% (presente estudo); C5 com 38,1%, igual percentagem em C2, L1 com 28,6 e
L2 com 27,3 (Oliveira, 2016)], os resultados na regido toracica foram semelhantes (T7 a
T10 superior a 90,0% em ambos os estudos). Quando cruzadas as trés regides da coluna
vertebral verifica-se que estavam afetadas simultaneamente em 43,9% dos individuos.
Em Oliveira (2016), as trés regides da coluna vertebral foram afetadas em simultaneo
em 31,8%, percentagem um pouco inferior a da amostra da CEI/XXI.

A ossificacdo do LVCA, sem anquilose, estava apenas presente em quatro
individuos, sendo que os restantes apresentam um misto de ossificagdo e anquilose
(37/4, 90,2%). A média de vértebras com ossificagdo do LVCA, com ou sem anquilose,
por individuo € de 11,5 vértebras e a média de vértebras apenas com anquilose foi de
5,9 vértebras. Os testes estatisticos ndo permitiram verificar diferencas significativas
entre numero total de vértebras com ossificacdo do LVCA (com ou sem anquilose)
considerando a idade a morte. Ou seja, ndo nos permite fazer uma associacdo entre a
idade a morte e o nimero de vértebras afetadas, estes dois fatores ndo aumentam
proporcionalmente um em relacdo ao outro. As médias dos dois sexos sdo
estatisticamente significativas no que ao nimero total de vértebras afetadas diz respeito,
podemos dizer que os individuos do sexo masculino apresentam mais vértebras com
ossificacdo do LVCA que os do sexo feminino (Figura 3.4, capitulo 3). Quando nos
referimos apenas as vértebras com anquilose do LVCA, a idade a morte foi preditor, ou
seja, individuos de idade avancada vdo apresentar mais vértebras anquilosadas se
encontra na coluna vértebras do individuo. Nenhuma relagdo entre o sexo e o nimero de
vértebras com anquilose do LVCA foi encontrada.

Outros ligamentos da coluna vertebral podem estar ossificados: 0 LVCP mais
prevalente na regido cervical (Sarzi-Puttini e Atzeni, 2004), o LA, principalmente nas
regides toracica e lombar (Sarzi-Puttini e Atzeni, 2004), e o LSE que pode estar
envolvido em toda a coluna (Rogers e Waldron, 1995). O LVCP estava afetado apenas
em 14,6% dos esqueletos, sendo que as lesGes estavam restritas a parte superior da
coluna cervical. A ossificagdo do LA manifestou-se em todos as zonas da coluna
vertebral, sendo 92,7% na regido cervical, 97,5% na toracica e 75,6% na lombar. O LSE
estava também acometido em todas as regides da coluna vertebral, maioritariamente na
regido toracica com 97,3% das colunas acometidas, seguindo-se a regido lombar com

89,3% e a cervical com 10,5%. Tal como sugere a literatura o LVVCP apenas se
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encontrava ossificado na regido cervical. O LA foi extremamente comum em todas as
regides, incluindo na regido cervical, ndo descrita por Sarzi-Puttini e Atzeni (2004). O
LSE afetou todas as regides da coluna como sugerem Rogers e Waldron (2001), estando
ossificado maioritariamente no segmento toracico. Em Oliveira (2016) o LVCP foi
afetado com menos frequéncia (9,1%), o LA afetou 95,5% dos individuos com HID, na
corrente investigacdo esteve presente em 100,0% e o LSE est4 ossificado em 100,0%
dos individuos com HID em ambas as investigacoes. A ossificagdo do LVVCP parece ndo
ser um fendmeno muito comum entre os individuos com HID, no entanto, séo
conhecidos casos de ossificacdo do ligamento vertebral comum anterior e posterior
(Ehara et al., 1998). A ossificacdo do LVCP foi um achado frequente em pacientes
masculinos, de idade avancada na populacdo asiatica, ndo se conhecendo 0 mecanismo
que leva a esta ossificacdo (Choi et al., 2006). A presenca de ossificacdo do LA e LSE €
quase uma constante nos individuos com HID quer no presente estudo quer em Oliveira
(2016).

Também sinais de artrose nos processos posteriores e DDD foram uma constante
nos individuos com HID desta amostra, facto que € visivel quando se analisa o registo
radiologico efetuado. Apesar dos critérios de Resnick (2005) nédo referirem a
coexisténcia de DDD, esta ocorre frequentemente em concomitancia com a HID. Isto
deve-se ao facto de serem doencas comuns e ambas caracteristicas de idades mais
avancadas, pelo que a concomitancia de osteoartrose nas apofises posteriores, a DDD e
a HID podem frequentemente ser encontrada (Mader et al., 2012). Os critérios
utilizados neste estudo (Rogers e Waldron, 2001), possibilitam a existéncia de outras
doencas em concomitancia e a presenca de DDD néo é um critério de excluséo.

A preservacao do espaco do disco intervertebral e a manutencdo das articulacdes
apofisarias sdo dois critérios auxiliares de diagnostico que devem ser analisados (Rogers
e Waldron, 2001). Estes dois critérios encontram-se preservados em todos 0s esqueletos
na analise a “olho nu” do 0sso seco, no entanto, na analise radiografica 10,0% dos
individuos apresentavam ligeira diminuicdo do espaco do disco intervertebral com
apenas um espaco intervertebral alterado em cada segmento radiografado e 5% com
aparente anquilose das articulacbes apofisarias posteriores. Estes factos podem dever-se
a concomitancia da DDD e de artrose nas apofises posteriores das vértebras, visto que
sdo ambas doencas caracteristicas de idades mais avancadas.

A andlise radiografica foi importante para o diagnostico diferencial,

nomeadamente entre a HID, DDD e espondiloartropatias. Na DDD, para perceber se 0s
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crescimentos surgiam ou ndo marginalmente e no caso da EA, para verificar se 0 espaco
do disco vertebral e as articulagdes apofisérias posteriores se encontravam mantidos
como nos sugerem os critérios auxiliares de diagnostico da enfermidade (Rogers e
Waldron, 2001). Na comparacao radiografica com o 0sso seco verificou-se que a
radiografia convencional é menos informativa no que toca a visualizacdo do LVCA,
sendo que a imagem do 0sso seco com ossificacdo do LVCA é mais exuberante do que
a imagem radiogréfica correspondente (Figura 4.1). Porém, para a visualizacdo da
preservacdo do espaco do disco vertebral e manutencdo do espaco das articulacbes
apofisarias posteriores, € um método bastante eficaz. Rogers e colaboradores (1990)
realizaram um estudo sobre osteoartrose do joelho onde em 24 joelhos com osteoartrose
diagnosticaram a doenca em 16 casos e através de radiografias apenas em 2. Este facto
realca o facto da andlise radiografica nem sempre permitir identificar doencas,
nomeadamente a osteoartrose (Rogers et al., 1990). Estas conclusdes podem estender-se
a outras doencas, nomeadamente a HID e ao facto dos estudos baseados em analises
radiograficas nem sempre representarem resultados reais. Complementar a analise do
0sso seco a “olho nu”, com analise radiografica parece ser a melhor opgéo, pois sdo dois
métodos de anélise que se completam. O que nao for visivel a “0lho nu” pode tornar-se

em radiografia convencional e vice-versa.
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Figura 4.1: Comparacédo de radiografia convencional (a) com fotografia do 0sso seco
(b) na Colecdo de Esqueletos Identificados do séc. XXI: Esqueleto n° 220 com
diagnostico de hiperostose idiopatica difusa, regido toracica (T3 a T12), norma lateral
direita. A ossificacdo e anquilose € mais notdria e exuberante na fotografia ao 0sso seco
do que na radiografia convencional. Escala=10cm em a e escala=5cm em b.

Foi necessario criar uma outra categoria para além do grupo de individuos com e
sem HID. Estes apresentavam caracteristicas na coluna vertebral que ndo permitiam
inclui-los no grupo HID, mas também ndo permitia exclui-los com certeza. No total
foram incluidos na categoria “diagnostico indefinido” 10 individuos. Apos a andlise
radiografica concluiu-se que deste grupo, trés poderiam ser considerados HID pela
ossificacdo do LVCA ser caracteristica da doenca e pelo estado de preservacdo do
espaco do disco intervertebral e das articulagdes das apofises posteriores. No entanto,

estes individuos apresentam erosdo nos 0ssos do carpo, metacarpo, tarso e/ou metatarso
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pelo que permaneceram fora do grupo HID. Os restantes individuos foram afastados do
diagndstico de HID pela ndo preservacdo do disco e/ou das apofises posteriores ou por
apresentarem sindesmofitos generalizados no segmento radiografado. A anélise
radiogréafica foi extremamente importante para esclarecer duvidas no diagnostico destes
esqueletos, nomeadamente para a visualizacdo do espaco do disco intervertebral e
articulacdes apofisérias.

Resnick e colaboradores (1975) foram os primeiros a considerar o0s entesofitos
apendiculares como caracteristicos de HID. Posteriormente, os enteséfitos apendiculares
foram introduzidos nos critérios de diagnostico de Utsinger (1985) e mais tarde nos de
Rogers e Waldron (2001). As lesdes fora da coluna vertebral podem afetar qualquer
osso periférico (Rotés-Querol, 1983). Os locais afetados com mais frequéncia sdo a
ulna, pélvis, patela, tibia e calcaneo (Cammisa et al., 1998; Rogers e Waldron, 2001).
Outros locais sdo também referidos como possiveis locais de afetacdo do esqueleto
apendicular, nomeadamente enteses nos membros superiores e inferiores (Resnick et al.,
1975)

Na presente investigacdo, a articulacdo sacroiliaca encontrava-se com
ossificacdo para-articular em mais de metade dos individuos (51,2%), sendo que a
ossificagdo bilateral foi a encontrada com mais frequéncia (19,5%), seguindo-se a
anquilose bilateral (12,2%) dos esqueletos com HID. Os outros dois locais de insergédo
ligamentar procurados no iliaco foram afetados com muita frequéncia, sendo eles a
crista iliaca (82,9%) e a tuberosidade isquiatica (76,3%). Na presente investigacdo, a
tuberosidade isquidtica tinha entesofitos presentes em 76,3% e a crista iliaca em 82,9%
dos individuos com HID. O estudo de Rogers e Waldron (2001) estd em consonancia
com os resultados aqui obtidos, referindo que a articulacao sacroiliaca esta muitas vezes
acometida, sem padrdo de distribuicdo. O crescimento sacroiliaco € para-articular e
ocorre maioritariamente pela margem antero-superior (Rogers e Waldron, 1995).
Autores de estudos paleopatolégicos, como Crubézy (1990) e Jankauskas (2003),
referem também a tuberosidade isquitica e a crista iliaca como dois locais anatomicos
onde a entese esta particularmente afetada na HID. As inser¢Oes ligamentares mais
afetadas, no que aos membros superiores e inferiores diz respeito, foram a inser¢éo do
tenddo de Aquiles na parte posterior do calcaneo (76,9%), a inser¢do dos musculos
pequeno e médio gluteo no grande trocanter (75,0%) femoral, a insercdo do masculo
quadricipite crural na patela (75,0%) e a inser¢cdo do musculo psoas-iliaco no pequeno

trocanter (62,5%) do fémur. Este estudo exclui a ulna, referida como uma das mais
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afetadas por alguns autores (Cammisa et al., 1998) e inclui dois lugares de insercdes
ligamentares na epifise proximal do fémur, lugares referidos por Crubézy (1990) como
sitios de ossificacdo ligamentar na HID. Ozga (2009) encontrou entesofitos
apendiculares com mais frequéncia na ulna e calcaneo, Van der Merwe e colaboradores
(2012) na ulna e patela, Plischuk e Inda (2015) na pélvis, ulna, patelas e calcaaneo.
Oliveira (2016) reportou prevaléncias elevadas nas mesmas regides do presente estudo,
a saber: a tuberosidade isquidtica (90,5%), crista iliaca (72,2%), féemur (musculo psoas-
iliaco 70,0%; musculos pequeno e médio gluteo 55,0%), patela (72,7%) e calcaneo
(94,1). No corrente estudo mostrou-se que a idade a morte nao é um preditor do numero
total de enteses com entesofitos por individuo, pelo que a ideia de que quanto mais
idoso é o individuo com HID, mais entesofitos vai apresentar no esqueleto apendicular
ndo pode ser inferida pela presente investigacdo, o mesmo se verifica no estudo de
Oliveira (2016, com. pess.). Esta auséncia de associacdo pode dever-se ao facto de ndo
se saber quando os individuos comecaram a desenvolver a doenga e de serem todos de
idade avancada, a amplitude etaria da amostra é bastante reduzida.

A presenca de entesofitos bilateralmente ocorreu com frequéncia elevada em
todas as insercdes ligamentares analisadas. Estes resultados podem sustentar o estudo de
Littlejohn e colaboradores (1982 in Mader, 2009) que defende que os entesofitos
caracteristicos de HID sdo bilaterais. Oliveira (2016) observou diferencas
estatisticamente significativas em entesofitos bilaterais, entre individuos com e sem
HID, na insercdo do mdsculo psoas-iliaco no pequeno trocanter do fémur, do
quadricipite crural na patela e na insercdo do tenddo de Aquiles no calcaneo. Van de
Merwe e colaboradores (2012) obtiveram significancia estatistica na ulna e patela e
Ozga (2009) encontrou valores superiores no calcaneo e ulna.

Resnick e colaboradores (1978) sugeriram que as alteracGes apendiculares
tinham sido pouco valorizadas até a data. Os seus resultados no estudo do esqueleto
apendicular foram tdo frequentes e distintos que estes autores propuseram que O
diagndstico da doenca poderé ser feito mesmo quando as alteracbes radiogréficas na
coluna sdo ténues. Referem ainda que a HID pode ocorrer apenas no esqueleto
apendicular, mas o diagnostico ndo é sugerido porque é considerada uma doenca da
coluna vertebral. Outros autores contrariam esta indicacao referindo que as alteracdes da
coluna sdo fundamentais para o diagnostico de HID. Além disso, os entesofitos ndo séo
patognomonicos de HID, e quando encontrados de forma isolada ndo podem ser

considerados indicativos da enfermidade, ndo se desenvolvendo apenas em individuos
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afetados por esta doenca (Van der Merwe et al., 2012). Deste modo, as alteracdes

raquidianas sao as que fornecem um diagndstico da doenga (Mader et al., 2013).

4.3. HID e Antropologia Forense

No que concerne ao estabelecimento do perfil bioldgico (sexo, idade a morte,
afinidades populacionais e estatura), a HID poderad ser um dado auxiliar no sexo e na
idade a morte. Como foi discutido na seccdo 4.1, na globalidade dos estudos
encontrados na literatura sobre a HID, tém-se verificado que o sexo masculino e as
idades mais avancadas sdo dois elementos importantes na ocorréncia de HID, sendo
estas duas variaveis significativas entre individuos com e sem a doenca. Contudo, no
nosso estudo esta relacdo ndo se verificou. Apenas quando utilizadas as duas variaveis
em conjunto (sexo e idade) para perceber se séo fatores preditores de HID, se verifica
um aumento de individuos no sexo masculino, tendo estes duas vezes mais
probabilidade de desenvolver HID do que os do feminino (OR=2,073). Tendo isto em
consideracdo, pode dizer-se que, perante um individuo com HID de sexo desconhecido
existe mais probabilidade deste ser do sexo masculino do que do feminino. Porém, os
estudos ndo mostram diferencas de um modo consistente, o que levanta questdes quanto
a relevancia que a HID poderia ter como auxiliar na determinacdo do sexo dos
individuos. Riddler (2002), na sua dissertacdo apresentou um estudo sobre o uso da HID
para determinar a idade a morte. Utilizou a Terry Collection para estabelecer um
método de estimativa da idade através da HID. A autora dividiu os individuos com HID
por sexo e criou cinco categorias para a HID (ausente, incipiente, suave, moderado e
severo). As equacdes de regressdo foram calculadas com base no sexo e na categoria em
que o individuo se inseria. O grau de severidade das lesGes provocadas pela doenca,
utilizado nas equacdes de regressdo, foi calculado pelo volume das ossificagOes
raquidianas e extra-raquidianas. Os resultados de R-square para as equacOes de
regressdo que utilizavam apenas com medidas da coluna vertebral foram baixos,
portanto, a adigdo de medidas apendiculares a regresséo foi crucial. Para individuos do
sexo masculino com grau de incipiente/suave usa-se uma equacao de regressdo, para o
sexo masculino de moderado/severo outra. O mesmo se aplica aos individuos do sexo

feminino. Este estudo mostrou uma relagdo muito forte entre a HID e a idade, tornando
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possivel produzir equacdes de regressdo que permitem estimar a idade a morte baseada
no sexo e categoria de HID no esqueleto. Devem ser utilizados dados da coluna
vertebral e do esqueleto apendicular em simultaneo e regressoes diferentes para homens
e mulheres para se conseguir bons resultados com as equacGes de regressdo
desenvolvidas. No entanto, estudos noutras populacdes sdo necessarios, para se poder
criar uma metodologia que se possa aplicar a todas as populacfes e em varios periodos
temporais. Uma vez que a Terry collection representa uma populagdo relativamente
recente, as equacdes de regressao criadas por esta autora sdo uteis, preferencialmente,
no contexto forense do que em estudos com esqueletos antigos, pelo menos até sem
realizados estudos em populagGes antigas (Riddler, 2002).

Apesar dos nossos resultados néo terem sido estatisticamente significativos e da
existéncia de um individuo que desenvolveu HID muito jovem [ndo sendo este o
primeiro caso a ser descrito na literatura, mas um fendmeno extremamente raro
(Jankauskas, 2003; Marques e Matos, 2014)], a relacdo entre a HID e a idades
avancadas parece ser Obvia. Pode dizer-se que existe a probabilidade de se tratar de um
individuo idoso (97,6% (40/41) dos individuos com HID tém idade superior a 60 anos
de idade a morte). Tendo em conta a associacdo que a maior parte dos estudos reforca
entre a HID e a idade e a forte associacdo de Riddler (2002), podemos concluir que a
HID serve para balizar a faixa étaria dos individuos que desenvolverem esta doenca.

Conhecendo a importancia do perfil biolégico, bem como todas as etapas na
Antropologia Forense, um erro na determinacdo do sexo ou da idade a morte pode ter
consequéncias gravissimas, ndo permitindo a identificacdo positiva de um individuo
num caso forense (Cunha e Cattaneo, 2006), podendo esse ficar sem identificacdo para
sempre (Pinheiro e Cunha, 2006). Deste modo, mais estudos sdo necessarios para apurar
a importancia que a HID podera ter no auxilio na determinacéo do perfil bioldgico.

As modificacdes patoldgicas que se manifestam no esqueleto séo o resultado do
desequilibrio entre a formacao e a reabsorc¢do de 0sso (Cunha, 2008). Apesar do nimero
de doengas que deixam alteracbes no osso ser reduzido (Cunha, 2001), as lesGes
patoldgicas no osso sdo de importancia indubitavel no contexto forense (Pickering e
Bachman, 2009b). A anélise de patologias esqueléticas é extremamente importante para
a identificacdo positiva da vitima, quando comparadas com registos médicos e
radiologicos ante mortem (Rodriguez-Martin, 2006). Os conhecimentos de
osteopatologia sdo uma ferramenta importante para o conhecimento da epidemiologia

das doencas, tanto no que toca a esqueletos do passado como na Antropologia Forense.
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Desde que a lesdo patoldgica esteja registada no material esquelético é possivel que
existam registos clinicos dessa mesma patologia do individuo que leve a identificacdo
positiva deste, tornando-as, assim, importantes para o antrop6logo forense (Krogman e
Iscan, 1986). Alguns tipos mais comuns de radiografias ante mortem incluem os
realizados a cabeca e torax. Muitas das caracteristicas esqueléticas contidas dentro de
uma radiografia ao térax, segmento corporal com uma grande quantidade de 0ssos (por
norma 12 pares de costelas e 24 vértebras), podem ser Uteis na identificacdo dos
individuos (Adams, 2007). Algumas doencas desenvolvidas durante a vida deixam
marcas nos 0ssos que podem fornecer pistas para a identificagdo, uma vez que as
alteragBes Osseas permanentes sdo diferentes em cada individuo (Pickering e Bachman,
2009b).

Ross e colaboradores (2016) desenvolveram um estudo com o intuito de avaliar
caracteristicas anatémicas que fossem visiveis em radiologia. O objetivo foi
desenvolver um sistema padrdo para definir caracteristicas correspondentes na
identificacdo positiva através da comparacdo radioldgica. Utilizaram caracteristicas
radiologicas da cabeca, coluna e parte proximal do fémur. Para a coluna vertebral, os
resultados obtidos foram os seguintes: na coluna cervical uma ou mais caracteristica
correspondente ante e post mortem é necessaria para 99% de certeza de identificacdo
positiva; na auséncia da cervical, a coluna lombar exige quatro ou mais caracteristicas
correspondentes entre dados ante e post mortem para a probabilidade de 98% de
identificacdo positiva; se ndo existirem quatro caracteristicas lombares entdo serdo
necessarias uma ou mais caracteristicas toracicas para uma probabilidade de 79% de
identificacdo positiva (Ross et al., 2016). Sendo a HID uma doengca que provoca
alteracdes da morfologia da coluna, principalmente a nivel toracico, mas que pode
estender-se as regides cervical e lombar (Resnick et al., 1978), é de notar que as
caracteristicas patoldgicas podem ser utilizadas para a identificacdo positiva em
Antropologia Forense (Cunha e Cattaneo, 2006; Pickering e Bachaman, 2009b). Tal
como acontece com 0s ostedfitos da osteoartrose, também o crescimento 6sseo do
LVCA na HID pode funcionar como fator de identidade. Os ostedfitos e as ossificacfes
nunca séo iguais em duas pessoas diferentes, a forma, o contorno, a extensao pode ser
comparada a raio-X ante-mortem, permitindo assim uma identificacdo positiva dos
individuos (Cunha, 2006).

Neste estudo, foram comparados o numero de vértebras com aquilose,

exatamente nos mesmo segmentos vertebrais, em radiografias convencionais realizadas
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com a observacéo feita no 0sso seco. Os resultados foram bastante semelhantes, sendo
que a média da contagem na observacdo no 0sso seco (x=7,7) foi levemente superior a
contagem efetuada no raio-X (x¥=7,3). Apesar de ambas terem sido efetuadas no 0sso
seco, esta analise demonstra que existem poucas diferencas nas observacgdes, revelando
0 potencial para a comparacao entre raios-X ante e post mortem quando ndo ocorreu um
tempo elevado entre os primeiros e os segundos. A HID tem uma progressdo
relativamente célere (10 anos de desenvolvimento), pelo que o padréo radioldgico pode
ser alterado num relativo curto espaco de tempo (Mader, 2008).

Os exames radiograficos sdo parte das ferramentas basicas da Antropologia
Forense (Ross et al., 2016), existindo j4 o termo Radiologia Forense (Raio-X, MRI,
TC), devido ao peso que a radiologia tem demonstrado para vivos e mortos na Medicina
Legal (Bakker et al., 2016). Este estudo ndo nos permite tirar conclusfes assertivas, pois
a amostra de individuos radiografados utilizada era pequena e ndo existiam registos ante
mortem dos mesmos. Porém, sabemos que as alteracBes patoldgicas no 0sso sdo
idiossincraticas e antropdélogos forenses experientes conseguem fazer identificacdes
positivas com base nas alteracdes esqueléticas patoldgicas conhecidas ante mortem.

A HID ndo pode ser diretamente associada a obesidade, como sugerem Rogers e
Waldron (2001), pois os estudos sobre este tema séo contraditorios. A prevaléncia das
alteracdes hipertroficas na diabetes é superior a prevaléncia na populacdo geral,
parecendo existir uma tendéncia para afetar pessoas com diabetes tipo 2 e obesas
(Arkkila e Gautier, 2003). Kiss e colaboradores (2002a) testaram o elevado indice de
massa corporal, niveis de acido urico e a diabetes mellitus em pacientes com HID. Os
resultados foram positivos no indice de massa corporal, mas ndo em relacdo aos niveis
de acido nem a presenca de diabetes mellitus. Sugeriram que é provavel que os
pacientes com HID que apresentem histérico de diabetes mellitus, tivessem ganho mais
peso e o0s seus indices de massa corporal fossem mais elevados (Kiss et al., 2002 a).
Contudo, Sencan e colaboradores (2005) estudaram a prevaléncia da HID em 133
doentes diabéticos e 133 ndo diabéticos com concordancia de sexo, peso e idade. Este
estudo contraria a associacdo da HID a diabetes mellitus, pois ndo foram descobertas
diferencas estatisticamente significativas entre a prevaléncia de HID nos pacientes com
e sem diabetes mellitus (Sencan et al., 2005). Esta falta de concordéancia ndo nos

permite, em Antropologia Forense, ligar um caso de HID a obesidade por si s6.
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4.4. LimitacOes

Agquando da realizagdo desta dissertacdo foram surgindo algumas limitages.
Para comecar, apesar de esta ser uma colecdo de esqueletos identificados, sao
desconhecidas algumas caracteristicas dos individuos da colecdo que nos permitiria
alongar a discussdo sobre a doenca. S&o exemplo disso a profissdo, estatuto
socioeconémico e causa de morte, trés pontos que, normalmente, se conhecem de
colecBes ostesteoldgicas, nomeadamente de cole¢cbes um pouco mais antigas como a
Colecdo de Esqueletos Identificados da Universidade de Coimbra (Rocha, 1995) e a
Colecdo de Esqueletos Identificados do Museu Bocage (Cardoso, 2006). Nao tendo
estes dados, nada se pode concluir acerca da associagdo entre a HID e 0 modo de vida
monastico, como tem sido sugerido por varios autores, como é o caso de Waldron
(1985), Rogers e Waldron (2001) e Verlaan e colaboradores (2007). Uma oura limitacao
das colecBes osteoldgicas ¢ o facto de ndo permitirem prever a prevaléncia para a
populagdo geral, apenas dando informacgdes sobre os valores de morbilidade e
mortalidade (Wood et al., 1992).

Nos 227 esqueletos analisados da cole¢do encontraram-se muitos individuos
com colapsos vertebrais, pelo que foram excluidos do diagnostico positivo de HID.
Mesmo quando as alteracGes da coluna eram tipicas de HID, um colapso vertebral, em
qualquer segmento da coluna, exclui o individuo do possivel diagnéstico da doenca. Os
crescimentos 0sseos em colunas com colapsos vertebrais podem surgir como
compensacao aquela alteracdo especifica da coluna, o que em nada se relaciona com a
ossificagdo do LVCA que acontece na HID (Mann e Hunt, 2005).

O diagnostico diferencial entre a HID e outras patologias que afetam o esqueleto
de forma semelhante é realmente uma dificuldade neste tipo de investigac6es. Tal como
sugeriu Mader (2012), a coexisténcia da HID com oste6fitos caracteristicos de DDD ¢é
frequente e a destringa entre ambos pode tornar-se uma tarefa dificil, bem como a
diferenciacéo entre HID e as EP (Mader et al., 2012). As dificuldades no diagnostico
diferencial foram um dos motivos que levaram a realizacdo de Raio-X, o que por si
acarretou outras limitagdes. Em alguns casos nédo se conseguiu realizar as radiografias
em norma lateral devido a fusdo de costelas em ambos os lados da coluna,

impossibilitando o posicionamento das vértebras lateralmente. A sobreposicdo de
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estruturas Osseas € também um limite relevante, ja que muitas vezes ndo permitiu a
visualizag&o das estruturas pretendidas sem suscitar ddvidas.

Um outro facto que teria sido extremamente interessante de analisar teria sido
existéncia de dados clinicos, nomeadamente de Raio-X ante mortem. Teria assim sido
possivel comparar o Raio-X ante mortem com o post mortem, e tirar concluses mais
precisas sobre o potencial da HID como fator de individualizagdo em Antropologia
Forense.

89






5. Conclusao

A HID é um disturbio esquelético que afeta a coluna vertebral,
predominantemente a regido toracica direita, devido a ossificacdo do LVCA (Resnick e
Niwayama, 1976) e ossificacdo de enteses apendiculares (Resnick et al., 1975). A real
prevaléncia da HID permanece desconhecida, devido essencialmente a trés fatores. Ser,
na maioria dos casos, assintomatica (Mader et al., 2013; Nascimento et al., 2014), as
amostras hospitalares e paleopatoldgicas ndo representam a populacédo, revelam apenas
a morbilidade e mortalidade da populacdo (Wood et al., 1992) e os critérios de

diagnostico desta doenca ndo se encontram uniformizados (Zincarelli et al., 2012).

Na amostra da CEI/XXI, a prevaléncia de HID ¢ de 18,1% (41/227). Entre eles,
23,1% (25/108) pertenciam ao sexo masculino e 13,4% (16/119) ao feminino (seguindo
critérios de Rogers e Waldron, 2001). A prevaléncia masculina revelou-se o dobro da
feminina. O individuo mais jovem com diagndstico de HID tinha 31 anos de idade a
morte e 0 mais idoso 92 anos. A média de idades dos individuos com HID na amostra é
de 78,0 anos.

As alteracBes raquidianas da doenga foram notdrias especialmente do lado
direito da coluna vertebral toracica. Os trés segmentos da coluna vertebral estavam
afetados em 18 dos 41 individuos com HID. Observaram-se, predominantemente,
entesofitos apendiculares nos dois locais analisados da pélvis (tuberosidade isquiatica e
crista iliaca) masculo pequeno e médio gluteo no grande trocanter e masculo psoas-
iliaco no pequeno trocanter do fémur, musculo quadricipite crural na patela e insercao
do tenddo de Aquiles na parte posterior do calcaneo. Todos estes locais de entese
revelaram uma prevaléncia de 75% ou superior entre os individuos com HID. As
alteracdes extra-raquidianas devem ser utilizadas apenas para confirmar a doenca, sendo

as alteragdes da raquis que conferem o diagndstico definitivo a doenca.

A etiologia da doenca permanece atualmente desconhecida. As associagdes mais
frequentes estdo relacionadas com as doencas metabolicas (nomeadamente a diabetes
mellitus e a obesidade) e cardiovasculares (Mader et al., 2009). Mais estudos sobre este

tema sdo necessarios para que seja obtido o consenso sobre a etiologia da HID.

O estatuto socioecondémico elevado tem vindo a ser associado a HID (Rogers e
Waldron, 2001). No presente estudo, nada se pode concluir acerca desta associagéo.
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A coexisténcia da HID com a DDD foi uma constante e visto que sdo ambas
doencas ligadas a individuos de idade avancada, é possivel que estas doengas se

desenvolvam conjuntamente.

As diferencas entre o sexo dos individuos com e sem HID foram
estatisticamente significativas quando se considerou o efeito da idade a morte. O mesmo
ndo se verificou quanto a idade a morte dos individuos com e sem HID. O ano de morte,

ndo foi estatisticamente significativo entre os individuos com e sem HID

As conclusdes que da associagdo da HID com a Antropologia Forense séo ainda
parcas. Sabemos que este estudo segue o padrdo, ou seja, predominancia do sexo
masculino e individuos idosos. Podemos dizer que existe uma clara relagédo ente a HID,
0 sexo e a idade a morte. Um contratempo é o facto de existir um individuo que
desenvolveu HID muito jovem (31 anos). Casos de HID em idades inferiores a 40 anos
raramente sao descritos na literatura, pelo que este facto ndo deve ser um impedimento
para a ligacdo da HID a idade a morte. Para contrabalancar, 40/41 desenvolveram HID
apenas a cima dos 60 anos de idade. Mais estudos sobre esta tema deveriam se
efetuados, nomeadamente em amostras de maior dimensdo. Conclui-se que a HID pode
ser um bom fator de individualizacdo para a Antropologia Forense. Esta efemeridade
relne caracteristicas idiossincraticas, que aquando a existéncia de radiografias ante
mortem podem cruzar-se com radiografias post mortem e levar a identificacdo positiva
de um individuo. Investigacdes comparativas requerem-se, para fortalecer esta

conclusao.

A patologia no esqueleto tem estado em desenvolvimento nas Ultimas décadas
devido ao “boom” da paleopatologia (Rodriguez-Martin, 2006). Existe muito por
investigar, muitas vertentes a explorar e muitos métodos por uniformizar. As
investigacbes sobre a HID sdo ainda parcas e a uniformizacdo dos critérios de
diagndstico seria um avanco crucial para a comparacao direta de prevaléncias em varios

pontos geograficos e temporais (Rogers e Waldron, 2001).

O contributo da paleopatologia para a Antropologia forense é um campo novo e
promissor. Comparando os registos patoldgicos ante mortem com 0 0SSO Seco ou com
0s registos post mortem pode ajudar na identificacdo positiva de um individuo que, na
auséncia destas informagGes, poderia ficar sem identificacdo para sempre (Rodriguez-
Martin, 2006).
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Apéndice | — Ficha de Registo |I.

Colecdo de Esqueletos Identificados do Séc. XXI

Data de observacéo

Esqueleto n°

Coluna vertebral

N° de vértebras Artrose nas
) Ossificacao/ DDD apofises
Presente | Ausente | Observavel ) )
Anquilose posterior
Cervical
Torécica
Lombar
Total
Pélvis
Presente/Ausente Fuséo
Osso iliaco
Sacro
Esqueleto apendicular
Presente/Ausente

Ossos do membro superior

Ossos do membro inferior

Observacdes:
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Apéndice Il — Ficha de registo I1.

Colecéo de Esqueletos Identificados do Séc. XXI

Data de Observagao

Esqueleto n°

Idade

Sexo

=

—

Ausente

Presente

N&o Observavel

Enteséfitos

Artrose

Anquilose para-articular

Anquilose Intra-articular
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Coluna vertebral

A/P/INO

OLVCA

c/A | sIA

OLVCP

OLA

OLSE

Osteofitos

Sindesmofitos

DDD | Artrose

AP

Atlas

AXis

C3

C4

C5

C6

Cc7

T1

T2

T3

T4

TS5

T6

T7

T8

T9

T10

T11

T12

L1

L2

L3

L4

LS

Articulacdes

apofisarias

Espacos

intervertebrais

Esterno

clavicular

Esterno

costais

Costo -

vertebrais

Preservado

Anquilose

inter-articular

Anquilose

intra-articular
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U
: Anquilose para-articular
\ ¥ e ‘

v 4 Anquilose intra-articular

Ossificacao

Sindesmofitos

Osteofitos

Artrose
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Pélvis

114

Ausente

Presente

Nao Observavel

Entesoéfitos

Artrose

Anquilose para-articular

Anquilose Intra-articular










Apéndice Il — Lista de individuos radiografados e respetiva regido
vertebral.

N° do esqueleto Diagnéstico Regido vertebral
CEI/XXI -6 Indefinido T3al2

CEI/XXI -17 Indefinido T6all

CEI/XXI - 28 Indefinido T4aTi12

CEI/XXI -55 Indefinido T4aTi12

CEI/XXI -58 Indefinido T7aTi12

CEI/XXI -59 HID T6aTI12

CEI/XXI - 64 HID Tdall

CEI/XXI -65 Indefinido T3aT12
CEI/XXI-71 HID T5all
CEI/XXI-73 HID T3 a L2 (radiografado por secgoes)
CEI/XXI -83 HID Tdall

CEI/XXI -85 HID T3alll

CEI/XXI -113 Indefinido T3all

CEI/XXI -115 Indefinido C5 a Sacro (radiografado por secgdes)
CEI/XXI -119 HID T7al2
CEI/XX1-134 Indefinido T3aT12

CEI/XXI - 160 HID T3al2

CEI/XXI - 168 HID T2all

CEI/XXI - 176 HID C5aT12

CEI/XXI -180 HID T3aT12

CEI/XXI - 187 HID T2aT12

CEI/XXI -193 HID T3aT9

CEI/XXI - 214 Indefinido C7 a L5 (radiografado por secgdes)
CEI/XXI -215 HID Tlals3

CEI/XXI -220 HID T3all2

CEI/XXI - 222 HID T2aT10

CEI/XXI - 227 HID T7all

CEI/XXI -234 HID T4aT12

CEI/XXI -239 HID T5aT12

CEI/XXI - 246 HID C2 a C5e C7 a L3 (radiografado por secgdes)

Legenda: N° - Namero; C — cervical; T — Toracica; L — Lombar.
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Apéndice IV — Critérios de diagnostico radiografico da HID segundo
Resnik e Kransdorf (2005).

Calcificacéo fluida e ossificacdes no aspeto antero-lateral de pelo menos quatro
corpos Vertebrais contiguos (mais comum nas Veértebras toracicas com
predilecdo pelo lado direito; nas cervicais e lombares ndo parece haver
preferéncia de lateralidade);

Preservacgéo relativa da altura dos discos intervertebrais no segmento vertebral
envolvido e auséncia de alteracOes extensas de doenca degenerativa do disco
(inclui fendmeno de vacou e esclerose da margem do corpo vertebral);

Auséncia de anquilose dssea de articulacdes apofisarias e erosao, esclerose ou

fusdo intra-articular da articulacdo sacroiliaca.
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