Arteriovengse
malformationer i
kaeberne

En litteraturoversigt

Ib Sewerin

| Tandlegebladet 2005 nr. 1 og 2 omtaltes akutte si-
tuationer der kunne opsta i forbindelse med tandbe-
handling. | artiklen »Akutte skader og komplikasjoner
ved behandlingsprosedurer i munnhulen« omtaltes
bl.a. komplikationer i form af uventet eller forstaerket
blgdning. Det blev naevnt at »misdannelser av blod-
kar« kunne vare arsagen, men der blev ikke givet no-
gen uddybning.

| neervaerende artikel gennemgas forekomsten af ar-
teriovengse malformationer/fistler i kaeberne. Til-
standen er yderst sjelden, og dens tilstedeverelse
er ofte vanskeligt diagnosticérbar, da symptomerne
kan vaere sardeles vage, og tilstanden kan besta
upaagtet i arevis. | forbindelse med tandbehandling
kan der imidlertid pa ofte uforudsigelig vis udlgses
voldsomme og livstruende blgdninger.
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etegnelsen vaskulaere malformationer daekker tilstan-
B de hvor blod- eller lymfekar fremstar patologisk mis-
dannede, enten i form af en kongenit anomali eller i
form af en erhvervet forandring. En undergruppe inden for
de vaskulaere malformationer repreesenteres af de arteriove-
ngse malformationer, ogsa kaldet arteriovengse fistler, der
defineres som en abnorm kommunikation mellem arterier
og vener (1). Der ses et nggle af arterier der dreenerer direk-
te til vener uden et interpolerende sat arterioler og kapil-
leerer.
I det fplgende benyttes betegnelserne arteriovengs mal-
formation og arteriovengs fistel synonymt (AVM/F).

Definitioner og klassifikation

Der skelnes i litteraturen mellem haemangiomer, der reprae-
senterer aegte kartumorer, og vaskulere malformationer,
som kan manifestere sig i dels det arterielle, dels det vengse
karsystem, foruden i form af AVM/F.

De vaskulere malformationer inddeles efter det vasku-
leere tryk i low flow- og high-flow-forandringer. AVM/F til-
hgrer altid high-flow-typen, og deres farlige potentiale er
knyttet hertil.

Forekomst uden for kaeberne
Eksempler pa kongenitte vaskuleere malformationer der affi-

Faktarude

Advarende omstandigheder og symptomer ved kon-
genitte arteriovengse malformationer/fistler i kae-
berne

» Barn/ungt praepubertalt/yngre individ, fortrinsvis
pige/kvinde, med et eller flere af flg. symptomer,
fortrinsvis lokaliseret til mandiblen:

« Facial asymmetri/ekstraoral haevelse af kaeben

Intraoral havelse af proc.alv./kaeben, evt. med mis-

farvning og evt. med synlig eller palpabel pulsering

Subjektiv fornemmelse af sitren (thrill) og susen

(bruit)

+ Ukarakteristisk smerte

Lokal (unilateral) tandstillingsanomali

+ Atypiske rodresorptioner

+ Atypisk lgsning af enkelte teender, evt. med ekstru-
sion

+ Atypisk, uprovokeret blgdning fra det marginale
parodontium
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cerer det kapilleere system, er det neonatale »storkebid«, der
optraeder hos nyfedte og almindeligvis er af forbigaende ka-
rakter, og naevus flammeus (»portvinspletter«/«<modermeer-
ker«), der kan afficere stgrre partier af ansigtshuden. Disse
former har overvejende kosmetisk betydning (2,3).

Alvorligere kongenitte malformationer der afficerer stgrre
kar, ses oftest i underekstremiteterne. Fplgerne kan blive be-
tydelige i form af iskaemi og varicedannelse. Mange malfor-
mationer af denne art er dog symptomlgse i arevis (4).

Endvidere er arteriovengse malformationer lokaliseret til
hjernen ikke sjeeldne. I mange tilfeelde er felgen en intracere-
bral, intraventrikuleer eller subaraknoidal blgdning med der-
af folgende alvorlige symptomer (5,6).

Terminologi

Op til 1980’erne skelnedes ikke mellem betegnelserne
haemangiomer og AVM/F, og i den aldre litteratur ma man-
ge beskrivelser af »haemangiomer« formodes egentlig at
daekke AVM/F. 1 1986 beskrev Thorn et al. (7) siledes to
tilfeelde af »central haemangiomas«, som i teksten karakterise-
res som »arteriovenous angiomass.

I Sundhedsstyrelsens sygdomsklassifikation (8) findes dia-
gnoserne malformatio congenita arteriovenosa vasis (vasosrum) ce-
rebri/vasis (vasorum) praecerebralis. Desuden findes diagnoser-
ne fistula arteriovenosa cerebri/coronaria aquisita og arteriovenosa
pulmonalis.

I WHO's internationale sygdomsklassifikation (9) finder
man under Diseases of the circulatory system (kap. I1X) flg. dia-
gnoser: coronary arteriovenous fistula, aquired (125.4), arterio-
venous fistula of pulmonary vessels (128.1), rupture of cerebral arte-
riovenous malformation (subarachnoid haemorrhage) (160.8) og ar-
teriovenous fistula, aquired (Other disorders of arteries and arterio-
les) (177.0).

Desuden findes under Congenital malformations, deforma-
tions and chromosal abnormalities (kap. XVII) flg. diagnoser: pe-
ripheral arteriovenous malformation (Other congenital malforma-
tions of peripheral vascular system) (Q27.3) og arteriovenous mal-
formation of cerebral vessels (Other congenital malformations of cir-
culatory system) (Q28.2).

Kongenit forekomst i kaeberne
Som det fremgar ses den kongenite form for AVM/F i ho-
vedsagen i forbindelse med stgrre kar i cerebrum, truncus
og ekstremiteter, men den kan imidlertid ogsa forekomme i
kaeberne, iseer mandiblen. Denne forekomst er imidlertid
betydelig sjeeldnere, og i WHO’s sygdomsklassifikation ICD-
10 findes diagnosen overhovedet ikke i kategorien Diseases of
the digestive system (K00-K14).

Ved lokalisation i keeberne og i teet relation til teenderne
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far AVM/F en serlig betydning idet der ved ekstraktioner og
andre kirurgiske indgreb er risiko for en blotlaegning af mal-
formationen med fatale blgdninger til fplge. Der er i den el-
dre litteratur rapporteret om adskillige tilfeelde af forblgd-
ning med dgdelig udgang (10).

Tidligere oversigtsartikler og kasuistikker

Baseret pa et antal tidligere oversigtsartikler (11-14) og et ud-
valg af kasuistikker fra litteraturen (15-33) kan gives fglgen-
de beskrivelse af tilstanden AVM/F.

Hyppighed

AVM/F i keeberne er en saerdeles sjeelden tilstand, og der fo-
religger ikke systematiske opggrelser over hyppigheden.
Visse forfattere har dog veeret i stand til at publicere serier
omfattende op til ca. 50 tilfeelde (11-14,17).

Forekomst

AVM/F i keeberne erkendes langt overvejende i barnealde-
ren og i tandskifteperioden, og typisk i andet decennium.
Der er dog ogsa rapporteret om forekomst der fgrst er dia-
gnosticeret i 50-ars-alderen (11,12).

Tilstanden forekommer hyppigere hos piger end hos
drenge. Desuden er en lokalisation i mandiblen hyppigere
end i maksillen. I enkelte tilfeelde er set en samtidig fore-
komst i mandibel og maksil.

Kliniske symptomer

Subjektive — Visse patienter og deres pargrende har noteret
haevelse, dels intraoralt, dels ekstraoralt, resulterende i facial
asymmetri. Visse patienter/pargrende har ogsa bemaerket
lokale eendringer i tandstillingen, og lgsning af teender.

Visse patienter har henvendt sig med ukarakteristiske
smerter og gmhed af enkelte teender ved tygning. Visse pati-
enter har berettet om en subjektiv fornemmelse af lokal
speending/sitren (»thrill«), og visse har fornemmet en susen-
de stgj fra regionen (»bruit«). Tilstanden er sommetider led-
saget af tinnitus.

Det hyppigst optraedende faenomen er imidlertid blgdnin-
ger fra parodontiet omkring de teender der er lokaliseret i
malformationens omrade. Persky et al. (14) noterede dette
symptom hos samtlige patienter i et materiale omfattende 28
patienter med AVM/F i kaeberne. Blgdningerne kan optrade
i forbindelse med fx tandbgrstning, men ogsa opsta uprovo-
keret. Blpdning udgaende fra mundgulvet er ogsa rapporte-
ret. De har sjeeldent et omfang som virker alarmerende pa
patienterne, eller kraever indgriben, og patienterne kan ac-
ceptere dem i leengere perioder.

Der foreligger en enkelt rapport om en kraftig bledning
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udlgst i forbindelse med frembrud af en permanent forste-
molar (12).

Objektive — Symptomer i form af intra- og ekstraoral haevelse,
misfarvninger og lokale tandstillingsanomalier der kan ob-
serveres af patienterne, kan naturligvis erkendes af tand-
leeger pa tidligere stadier og ved forekomst i mindre udtalt
grad end subjektivt af patienterne. Haevelser kan skyldes en
ossgs opdrivning, men kan ogsd vare en hernieagtig ud-
posning fra en perforation af knoglen, og konsistensen kan
saledes variere. I sidstnaevnte tilfaelde kan haevelsen vere
misfarvet som fplge af dilaterede, overfladisk beliggende
Kkar.

Ved superficiel beliggenhed kan der forekomme pulsation
i intraorale heevelser, der kan vere enten synlig, eller kan
fornemmes ved palpation.

Det formentlig hyppigst foreckommende objektive symp-
tom er imidlertid lokal lgsning af teender, der ikke kan for-
klares som fysiologisk feeldningsbetinget, eller forarsaget af
en parodontal nedbrydning. Samtidig kan ekstrusion fore-
komme, og der er iagttaget tilfeelde af perkussionsgmhed.

Radiologiske symptomer
Der er enighed om at AVM/F i keeberne ikke medfgrer ka-
rakteristiske og entydige radiologiske forandringer.

I tilfeelde hvor der kun har foreligget intraorale rgntgen-
optagelser, har de veeret uden anmeerkninger, eller blot vist
forandringer der ikke kunne skelnes fra en apikal parodon-
tit (15,25).

Et seerdeles hyppigt forekommende symptom er resorpti-
on af rgdder (12).

Pa panoramabilleder ses ofte multilokuleere radiolucente
omrader med »saebebobleagtig«/ »bikageagtig«/»solstraleag-
tig« struktur, eller en grovmasket knogletegning, men foran-
dringerne er uden specifikke kendetegn. Diverse projektio-
ner kan desuden vise ekspansion af cortex, evt. perforation
med hernieagtig proliferation af malformationen (30). I visse
tilfeelde er observeret ekspansion af canalis mandibulae (12).
Udbredelsen af forandringerne er malt til 1-20 cm (17).

Skgnt malformationerne menes at veere kongenitte, er der
flere eksempler pa at man ved radiografi af keeberne har fun-
det normale forhold, for et ar senere at have kunnet iagttage
forandringer (16,23).

Komorbiditet
I alle publicerede kasuistikker har patienterne veeret uden
andre sygdomstegn.

Der foreligger enkelte rapporter om kraftige bledninger
fra en AVM/F i hhv. over- og underkzabe hos gravide kvin-

966

der (19,26). For arteriovengse malformationer i huden geel-
der at der i mange tilfaelde observeres vaekst og udbrud i til-
slutning til pubertet og graviditet (2). Persky et al. (14) rappor-
terede at seks af 18 kvindelige patienter med AVM/F i
keeberne oplevede exacerberende symptomer i forbindelse
med menstruation og graviditet.

Vaskulaere malformationer ses som et symptom i forskelli-
ge syndromer, fx syndroma Parkes Weber og syndroma
Klippel-Trénaunay.

Supplerende undersogelser

Tandleegelig undersggelse kan kun give mistanke om fore-
komst af en AVM/F. Da fglgerne af et selv mindre indgreb
som ekstraktion af en primeer tand kan veere af fatal karak-
ter, er det afggrende at fa afkreeftet mistanken. Der ma der-
for ske henvisning til leege/odontologisk hospitalsafdeling.
Ved mistanke er det af yderste vigtighed at undlade selv
mindre kirurgiske indgreb.

Den afggrende undersggelse har i mange ar veeret angio-
grafi af arteria carotis, hvor det med kontraststof med stor
sikkerhed kan afslgres om der forekommer en AVM/F, og
hvilken udbredelse den har.

Ved en AVM/F beliggende i mandiblen er den lokalt in-
volverede arterie primeert a. alveolaris inferior, men a. lin-
gualis og a. facialis kan ogsa vaere inddraget. Aflgb sker til v.
facialis eller mere eller mindre direkte til vena jugularis in-
terna. Ved forekomst i maksillen udgar malformationerne
fra a. maxillaris med evt. inddragelse af a. palatina descen-
dens.

CT- og MR-skanning repraesenterer verdifulde supple-
rende undersggelser, ligesom tredimensional volumetrisk
fremstilling kan anvendes (31).

Kausal behandling

Der er i tidens lpb forspgt kausal behandling af AVM/F i
kaeberne i form af embolisering af malformationens kar, og
der er anvendt et utal af emboliserende materialer. Emboli-
seringen kan udfgres endovaskulert eller transkutant/trans-
ossost. Skont der er rapporteret om vellykkede og varige re-
sultater (28), har disse behandlinger i mange tilfaelde vaeret
utilstraekkelige som selvsteendig behandling (34).

Derfor vealges ofte en kirurgisk lgsning. De kirurgiske
indgreb er imidlertid komplicerede og ofte af en omfattende
karakter. Der skal prae- og peroperativt etableres kontrol af
blgdningen nar der abnes til malformationen, idet der ellers
ma forudses voldsomme blodtab. Dette kan ske ved forud-
gdende embolisering af tilgreensende kar, eller ved ligering
af tilfgrende kar. Der er under alle omsteendigheder tale om

en kompliceret proces, der kraever ngje planlegning og
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overvagning. Embolisering kan vaere en risikofyldt procedu-
re som fplge af den naere relation til andre kar og mulighed
for utilsigtet embolisering af fx kar i hjernen. I mange tilfeel-
de er beskrevet operationskomplikationer i form af iskeemi-
ske ulcerationer, nekroser, og infektioner.

Ved forekomst i mandiblen er det i visse tilfeelde muligt at
udfgre en enukleation af malformationen og bevare dele af
den omgivende cortex og dermed en kontinuitet af mandib-
len, men elimination af malformationen kraver ofte resekti-
on af stgrre afsnit af kaeben. I tilfaelde af kontinuitetsresekti-
oner fglger ofte omfattende korrektive behandlinger med
knogletransplantation.

Erfaringer viser at der er en betydelig recidivtendens med
delvis gendannelse af malformationen (13). Ved utilstraekke-
lig resektion efterlades nemt mikrofistler som kan medfgre
gendannelse af malformationen; der anbefales derfor radika-
le resektioner.

Behandling i akutte situationer

I mange af de i litteraturen refererede kasuistikker har tand-
leegen, pga. de ofte ukarakteristiske og vage symptomer,
uforvarende foretaget et banalt kirurgisk indgreb og ekspo-
neret en AVM/F. Resultatet er en pludselig og voldsomt fos-
sende, delvis pulserende blgdning, der ikke stammer fra et
enkelt kar som lader sig ligere eller komprimere, men udgar
fra malformationens samlede udstraekning, og som er saer-
deles vanskelig at stoppe.

Tandlzegens eneste middel er manuel kompression af om-
radet med anvendelse af rigeligt tamponademateriale, evt.
fast okklusion pa tamponadematerialet af patienten selv, og
der md omgaende tilkaldes ambulance.

Erhvervede AVM/F
Uden for kaeberne forekommer erhvervede AVM/F ofte. De
fleste skyldes traumer, og de hyppigste lokalisationer er hal-
sen og ekstremiteterne (4).

AVM/F kan ogsa forekomme i en erhvervet form i kaeber-
ne, men disse tilfeelde er af sjaeldnere karakter.

Long et al. (33) rapporterede et tilfaelde hvor en 45-arig
mand udviklede en AVM/F i keebeledsregionen i tilslutning
til et traume med kondylfraktur.

English summary

Arteriovenous malformations of the jaws. A literature survey
Arteriovenous malformations located to the jaws are rela-
tively rare, but may result in emergencies of fatal and life-
threatening character. They are most often congenital and
are typically diagnosed in children and adolescents. Clinical
symptoms are often vague, but may include facial swelling
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and asymmetry, pulsating intraoral swelling, malposition of
teeth, atypical loosening of teeth, and spontaneous bleeding
from the periodontium of single teeth. Radiographic symp-
toms are also uncharacteristic. Radiographs may show uni-
as well as multilocular defects, »soap bubble«/»honeycomb«
radiolucencies, coarse trabeculae, expanded mandibular ca-
nal, and root resorptions.

Because of the fatal consequences of a disregarded and in-
cidental exposure of an arteriovenous malformation, denti-
sts must be aware of the condition and its symptoms.
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