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Resumo

Abstract

Objetivo: Apresentar um mapa cognitivo para suporte na determinacao da natureza benigna ou maligna, bem como no diagnostico
radiologico, de tumores 6sseos solitarios na faixa etaria pediatrica.

Materiais e Métodos: Foi realizada uma selecao de 28 lesoes principais na faixa etaria pediatrica e dos achados caracteristicos e
associados a cada um desses diagnésticos. O método utilizado para a construcado da estrutura cognitiva final foi o modelo de rede
de crencas bayesianas com a técnica de encadeamento regressivo.

Resultados: Foi desenvolvida uma estrutura I6gica e sequencial no formato de um mapa cognitivo, segundo o modelo de rede de
crencas bayesianas, na tentativa de simular o raciocinio humano sequencial e minimizar esforcos e iatrogenias oriundas da avalia-
¢ao equivocada de lesdes 6sseas.

Conclusao: Com base nesse mapa, sera possivel oferecer um aplicativo para apoio a profissionais e residentes médicos e colabo-
rar com o treinamento nessa area e, consequentemente, diminuir erros no diagnéstico de uma lesao éssea.

Unitermos: Técnicas de apoio para a decisao; Neoplasias 6sseas; Salide da crianca; Diagnéstico diferencial; Erros de diagnostico;
Diagnostico por imagem.

Objective: To present a cognitive map to support the radiological diagnosis of solitary bone tumors, as well as to facilitate the de-
termination of the nature of the tumor (benign or malignant), in pediatric patients.

Materials and Methods: We selected 28 primary lesions in pediatric patients, and we identified the findings typically associated
with each of the diagnoses. The method used for the construction of the final cognitive map was the Bayesian belief network model
with backward chaining.

Results: We developed a logical, sequential structure, in the form of a cognitive map, based on the Bayesian belief network model,
with the intention of simulating the sequence of human thinking, in order to minimize the number of unnecessary interventions and
iatrogenic complications arising from the incorrect evaluation of bone lesions.

Conclusion: With this map, it will be possible to develop an application that will provide support to physicians and residents, as well
as contributing to training in this area and consequently to a reduction in diagnostic errors in patients with bone lesions.

Keywords: Decision support techniques; Bone neoplasms; Child health; Diagnosis, differential; Diagnostic errors; Diagnostic imaging.

INTRODUCAO

Os tumores 6sseos malignos primdrios constituem a
minoria de todas as neoplasias 6sseas. Os tumores Gsseos
benignos sdo mais comuns, mas a verdadeira prevaléncia é
desconhecida porque eles sdo frequentemente assintomd-
ticos e nio sdo descobertos. De fato, a apresentacio clini-
ca de tumores 6sseos pode ser um desafio. Algumas lesdes
sdo acidentalmente encontradas em estudo radiografico
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de rotina, e dependendo da sua aparéncia e das hipéteses
diagnésticas, as proximas técnicas de imagem a serem uti-
lizadas devem ser a tomografia computadorizada e a resso-
nancia magnética, de acordo com os critérios do American
College of Radiology". Diante de uma lesdo éssea utili-
zam-se, rotineiramente, parAmetros clinicos e de imagem
para definir o diagnéstico final e, mais importante, se a le-
sdo é benigna ou maligna, com boa margem de seguranca.

Estudos tém descrito um padrio de varredura visual de
médicos radiologistas na avalia¢do de imagens médicas>~>.
Embora existam padroes comuns de comportamento de
pesquisa visual entre radiologistas com nivel de experiéncia
semelhante, ainda ha grande variabilidade no seu processo
de erro'®. Além disso, nem todo profissional tem conheci-
mento sedimentado e treinamento adequado para combinar
achados radiolégicos e clinicos com o objetivo de formular
de forma segura um raciocinio légico para a tomada de de-

cisdo quanto a benignidade ou malignidade de uma lesao,
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tampouco para sugerir hipéteses de diagnéstico final”). Tal
fato predispde a erros de diagnéstico e impacto negativo, so-
bretudo a satde fisica e psicolégica de pacientes e familia-
res. Nesse cendrio, os sistemas de suporte a decisdo clinica
e diagnéstica vém contribuindo significativamente para a
gestdo do conhecimento médico, apoiando processos e o
uso do conhecimento, desde o diagnéstico e investigagdo
até o tratamento e cuidados de longa duracdo. Seu papel
e aceita¢@o na pritica clinica didria estd aumentando. A
informatizacdo das diretrizes clinicas tem atraido interesse
nos tltimos anos, por facilitar a sua divulgacdo e por me-
lhorar o processo baseado no conhecimento pelo qual eles
sdo produzidos'®.

Os mapas cognitivos tém contribuido com parte da
evolugdo desses sistemas de apoio a decisdo. Segundo

Bougon®®

, mapa cognitivo é um termo genérico para re-
presentar possiveis padrdes de relacdes entre conceitos. As
palavras e frases que os individuos enunciam para expres-
sar ideias ou conceitos em um dado contexto constituem
os blocos para a construcdo do mapa cognitivo. Swan!?
diferencia os mapas das técnicas de mapeamento. Para
ele, o mapeamento cognitivo é entendido como o conjunto
de técnicas ou ferramentas de pesquisa voltadas para iden-
tificar os elementos que integram esses mapas ou modelos
construidos pelos individuos e partilhados, em maior ou
menor grau, por outros individuos. O mapa cognitivo é
usado para identificar valores de um individuo ou grupo
de individuos e reduzir o antagonismo entre esses valores.
Sua capacidade de capturar multiplos valores e reduzir
seus aspectos conflitantes fornece uma légica para a ana-
lise de problemas de decisao com partes interessadas'!?).
O objetivo do presente estudo é apresentar um mapa
cognitivo para suporte no diagnéstico radiolégico, com de-
terminacdo da natureza benigna ou maligna de tumores
6sseos solitdrios na faixa etdria pedidtrica — criancas e ado-
lescentes de 0 a 19 anos''?. O mapa foi construido com
base em um modelo de rede de crencas bayesianas!'?,
usando multicritérios sequenciais baseados em atributos
clinicos e radioldgicos especificos que podem ser obtidos
por métodos de radiografia simples, tomografia computa-

dorizada e ressonincia magnética.

MATERIAIS E METODOS

O método utilizado para a construcido da estrutura
cognitiva final foi o modelo de rede de crengas bayesia-
nas"® com a técnica de encadeamento regressivo (back-
ward chaining)". Uma rede bayesiana — rede de crencas
ou modelo de grafico aciclico dirigido — é um modelo gréfico
probabilistico que representa um conjunto de varidveis
(n6s) e suas interdependéncias condicionais. Os nés po-
dem representar observiveis médicas, tais como achados
de imagem, atributos clinicos, etc., enquanto as arestas
interligadas podem apoiar medidas de origem quantitativa
ou qualitativa para descrever a relacdo dada. Os nés po-
dem ser conhecidos com certeza ou serem descritos como
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incertezas por meio de uma probabilidade subjetiva. As
probabilidades subjetivas expressam o grau de crenca de
uma pessoa, tendo em conta o seu conhecimento de base.
Essa nocdo de probabilidade difere da probabilidade clas-
sica mais comumente usada'>'®),

A constru¢do de uma rede de crencas segue um con-
junto comum de diretrizes, como incluir todos os concei-
tos (entrada e conceitos de decisdo) para modelagem de
sistemas, usar conhecimento causal para atribuir interco-
nexdes no grafico e usar conhecimento prévio para espe-
cificar distribui¢des condicionais (probabilidades)!®. Ja
o processo de encadeamento regressivo parte do atributo
final (diagnéstico) e busca apenas os valores das varidveis
necessarias para sua dedugdo, processando somente o que
for relevante para a obtencio do diagnéstico'¥.

Os passos para a constru¢do do mapa cognitivo con-
sistem de aquisicido de conhecimento, selecio de diagnés-
ticos, agrupamento de lesdes e encadeamento regressivo
(Figura 1). Para iniciar a construcio dessa estrutura, foi
realizado um processo de aquisi¢do de conhecimento ba-
seado na literatura, em busca dos principais tumores 6s-
seos que fazem parte da lista de diferenciais na faixa etaria
pediatrica>'"?? Foi realizada uma selecdo de 23 lesdes
benignas e 5 lesdes malignas principais usando como cri-
tério de inclusdo as mais comuns na faixa etdria de 0 a 19
anos e seus principais diferenciais, mesmo que de baixa
incidéncia na faixa pediatrica®" (Tabela 1).

Tabela 1—Lista dos diagnésticos selecionados na faixa etaria pediatrica por
natureza.

Natureza Diagnoésticos

Cisto 6sseo aneurismatico, cisto 6sseo simples, cisto sub-
condral, defeito fibroso cortical, desmoide periosteal, displa-
sia fibrosa, encondroma, enostose, fibroma condromixoide,
fibroma nao ossificante, fratura de estresse, fratura por in-
suficiéncia, ganglion intraésseo, herniagao sinovial, histioci-
toma de células de Langerhans, infarto dsseo, infracdo de
Freiberg, osteoblastoma, osteocondroma, osteoma, osteoma
osteoide, osteomielite, tumor de células gigantes

Benigna

Condrossarcoma, osteossarcoma convencional, osteossar-
coma telangiectasico, osteossarcoma periosteal, sarcoma
de Ewing

Maligna

Foram incluidos diagnésticos mais relevantes e com
maior impacto no seguimento e estado de satide dos pa-
cientes, como tumores Gsseos malignos, que, apesar de ra-
ros, apresentam alto grau de morbimortalidade. Por dltimo,
foram incluidas lesdes que representam achados altamente
especificos (patognoménicos), que, mesmo com baixa in-
cidéncia na faixa etdria pediétrica, quando encontradas,
pode-se fechar com seguranca o seu diagnéstico, como fra-
turas de estresse e infra¢do de Freiberg (Tabela 2). Lesoes
tipicamente inespecificas nio foram incluidas, em razdo de
as diferentes formas de apresentacio nos estudos de ima-
gem poderem simular qualquer outro tumor.

Ap6s a sele¢do dos tumores, foram identificados acha-
dos caracteristicos e associados a cada diagnéstico radio-
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Figura 1. Representacao sequencial dos passos para a construcao do mapa cognitivo.

Tabela 2—Diagnéstico com seus achados especificos.

Tabela 3—Principais atributos radiolégicos associados a tumores 6sseos.

Diagnéstico

Achado especifico

Categoria

Atributos

Cisto subcondral
Ganglion intraésseo
Displasia fibrosa

Localizacao subcondral com artrose
Localizacao subcondral sem artrose
Aspecto em vidro fosco

Enostose Fortemente densa (semelhante a cortical) na
medular
Osteoma Fortemente densa (semelhante a cortical) na

Infarto 6sseo

prépria cortical
Linha serpiginosa periférica

logico (Tabela 3). Os termos utilizados foram escolhidos
segundo a bibliografia selecionada""'"". As principais
caracteristicas radiograficas que devem ser avaliadas diante
de uma lesdo 6ssea sdo localizacdo (longitudinal e trans-
versal), margens e zona de transi¢do, reacdo periosteal,
mineralizacdo, tamanho, nimero de lesdes (esta ndo foi
aplicada no estudo, porque trata apenas de avaliacdo de
lesdes solitdrias) e presenca de componente de partes mo-
les®?., Foram considerados, também, achados radiolégicos
como realce pelo meio de contraste, localiza¢do no esque-
leto e achados com alto grau de especificidade para deter-
minadas lesdes, como formacdo de nivel liquido-liquido,

Radiol Bras. 2018 Set/Out;51(5):297-302

Atributos radiol6-
gicos principais

Outros atributos
radiol6gicos

Atributos clinicos
de suporte

Densidade/intensidade, presenca de osteoartrose,
localizacao longitudinal, localizacdo transversal, es-
clerose perilesional, fise aberta ou fechada, matriz
condral, tamanho maior ou menor que 1,5 cm, defini-
cao das margens, aspecto geografico/moteado
Reacao periosteal, realce pelo contraste, edema / es-
clerose medular adjacente, localizacao no esqueleto
Linha serpiginosa periférica, aspecto em vidro fosco,
formacao de nivel liquido-liquido, septacdes, exos-
tose, aspecto linear transverso

Assintomatico, dor aguda ou cronica, sinais flogis-
ticos, febre, anemia, massa palpavel, relacdo com

atividade fisica

aspecto em vidro fosco, linha serpiginosa, lesdes densas/
escleréticas e localizagdo subcondral. Alguns achados cli-
nicos também foram considerados para oferecer suporte e
aumentar a especificidade do diagnéstico final.
Inicialmente, foram separadas as lesdes relacionadas a
esses achados de alto grau de especificidade e que, por isso,
se associam a apenas um diagnéstico (patognomonico) ou
dois diagnésticos possiveis. Em seguida, foi feita uma ava-
liagdo conceitual do sistema de classifica¢do para taxa de
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Tabela 4—Classificacdo de Lodwick®®,

Caracteristicas radiolégicas

Agressividade Classificagao

Destruicao geografica; radiolucéncia bem definida; com esclerose perilesional; expansao cortical até 1 cm
Destruicao geografica; radiolucéncia bem definida; sem esclerose perilesional; expansao cortical maior

que 1cm

Destruicao geografica; penetracao cortical completa; margens mal definidas

Destruicao geografica com aspecto moteado/permeativo; margens irregulares de tamanho médio; contor-

nos mal definidos

Destruicdo geografica com aspecto moteado/permeativo isolada; numerosas erosodes paralelas ao eixo

longo do osso

Baixo grau/nao agressiva I-A

Médio grau/moderadamente I-B
agressiva

Médio grau/moderadamente I-C
agressiva

Alto grau/muito agressiva 1l

Alto grau/muito agressiva 1l

agressividade de Lodwick®® (Tabela 4). Essa classificaco
é amplamente utilizada na previsdo da taxa de crescimento
para lesdes 6sseas liticas e considera como aspectos mais
relevantes para estadiamento radioldgico os seguintes cri-
térios: destruicio 6ssea, defini¢io das margens, esclerose
marginal, expansdo cortical maior ou menor que 1 cm e
penetracdo cortical. Desses critérios, a esclerose marginal
é o tinico que s6 pode ser encontrado no estagio I-A (baixo
grau; ndo agressivo) e, portanto, foi considerado o critério
mais importante (maior grau de especificidade) para definir
a natureza benigna das lesdes, também conhecidas como
lesdes do tipo “ndo toque”. Os demais foram combinados
para formar dois outros grupamentos, sendo um com le-
sOes equivalentes aos estagios I-B e I-C de Lodwick (médio
grau; moderadamente agressivo), possivelmente benignas,
e outro grupo com lesdes definitivamente suspeitas, equi-
valente aos estdgios II e III de Lodwick (alto grau; muito
agressivo).

Apés a distribuicdo das lesdes em quatro grupos,
foram aplicados a cada grupo os demais achados radio-
légicos, de forma sucessiva, partindo-se dos critérios de
menor especificidade para os critérios de maior especifi-
cidade. Assim, formou-se um encadeamento regressivo
ordenado por especificidade de critérios até o diagndstico
final (maior especificidade).

Foi utilizado o software CMapTools, de uso gratuito e
c6digo aberto, para a construcdo grafica de uma estrutura
linear e aciclica por meio de noés e arestas estruturados na
forma semelhante a uma 4rvore de decisdo, usando os atri-
butos clinicos e radiolégicos. Apés a constru¢do do mapa
cognitivo, dois médicos radiologistas especialistas e expe-
rientes, um especialista em musculoesquelético e outro
em radiologia pedidtrica, com 21 e 44 anos de atividade
profissional, respectivamente, foram consultados para va-
lidacdo e ajustes do mapa cognitivo final, com conceitos
radiolégicos e clinicos aplicados ao diagnéstico de tumo-
res 6sseos pedidtricos.

RESULTADOS

O mapa inicia-se de uma lesdo éssea solitaria, em prin-
cipio indeterminada. Logo no inicio sofre a primeira ramifi-
cacdo, contemplando lesdes que sdo facilmente identifica-
veis e com achados caracteristicos. Nesse ponto observa-se
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a subdivisdo de trés pequenos ramos: um contendo lesdes
blasticas bem definidas, como osteoma, enostose, displasia
fibrosa e metastases de mama e préstata; outro pequeno
grupo de lesdes liticas epifisarias com localizacdo tipica-
mente subcondral, entre elas cisto subcondral degenerativo
e ganglion cistico intradsseo; e o terceiro contendo ape-
nas infarto 6sseo com seu achado caracteristico de linha
serpiginosa periférica. Caso ndo apresente nenhuma des-
sas caracteristicas, o mapa progride para um préximo no,
que se subdivide em duas grandes ramifica¢des, uma com
lesdes que apresentam esclerose perilesional e outra sem
esse achado. O ramo de lesdes com esclerose perilesional,
a partir desse ponto, inicia o processo de encadeamento
regressivo, até os diagnésticos finais, como se pode obser-
var em um de seus ramos principais (Figura 2). J4 o ramo
com lesdes ndo associadas a esclerose perilesional é, por
sua vez, subdividido em outros dois ramos, utilizando os
demais critérios da classificacio de Lodwick — um contem-
plando lesdes suspeitas e outro de lesdes com caracteristi-
cas de agressividade. O grupo de lesdes suspeitas inicia o
processo de encadeamento regressivo. Entretanto, o ramo
das lesdes com caracteristicas agressivas, antes do processo
de encadeamento regressivo, passa por um pequeno filtro
para separar algumas lesdes benignas que se manifestam
radiologicamente com atributos de agressividade, mas que,
quando associadas a determinados achados ou ocorréncia
em determinada localiza¢do no esqueleto, podem ser diag-
nosticadas e sugeridas sem muita dificuldade, como fra-
tura de estresse/insuficiéncia ou infracdo de Freiberg, por
exemplo.

DISCUSSAO

A decisdo e o raciocinio para o diagnéstico apropriado
do cancer 6sseo sdo um problema complexo que envolve
critérios subjetivos de decisdo e uma variedade de diferen-
ciais possiveis. Além disso, erros diagndsticos podem sur-
gir por diversas razdes que envolvem o profissional, o am-
24 Esses erros podem cau-
sar impactos negativos aos pacientes e familiares. Podem
ainda trazer consequéncias econdmicas a distintos atores
envolvidos, como o agente publico, os planos de satde,
os profissionais de satide, etc.?”, por exigir novas abor-
dagens diagnoésticas potencialmente desnecessarias. Isso

biente de trabalho ou ambos'
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Figura 2. Ramo do mapa cognitivo construido que representa parcialmente o grupo das lesées benignas. TCG, tumor de células gigantes.

sem considerar as consequéncias juridicas que também
podem advir desses erros. Diante desse contexto, vale res-
saltar que mais importante que o diagnéstico final é a de-
finicdo na natureza ou grau de agressividade de uma lesio
6ssea. De fato, é com base nessa definicdo que decisdes
serdo tomadas sobre o seguimento, necessidade de novas
técnicas de imagem, indica¢do de manipulacgdo cirdrgica
ou biépsia.

O presente estudo ndo é pioneiro ao apresentar uma
estrutura para classificacdo de lesdes tumorais. Entretanto,
o ntmero de estudos que relatam a aplicacdo de redes
bayesianas ao cancer ¢ limitado. Além disso, a maioria dos
resultados publicados é de estudos preliminares que se ba-
seiam em dados de pacientes®.

Forsberg et al.*” realizaram um estudo que visou de-
terminar a viabilidade do desenvolvimento de classifica-
dores bayesianos para estimar a sobrevida em pacientes
submetidos a cirurgia para metastases do esqueleto axial
e apendicular. Para isso, desenvolveram e treinaram um
modelo de rede bayesiana para estimar a sobrevivéncia em
meses, usando caracteristicas de candidatos com base em

1.2%) realizaram um estudo

dados histéricos. J4 Kharya et a
de utilizacdo da rede bayesiana no dominio do cancer de
mama. Esse tipo de modelo é apropriado em razio da sua
capacidade de representacdo simbdlica e do manuseio de
incerteza no qual diferentes cendrios sdo possiveis segundo
evidéncias dadas. Esses autores pesquisaram a utilidade de
uma rede para detec¢do automatizada do cincer de mama

e constataram tratar-se de uma técnica potencialmente qtil.

Radiol Bras. 2018 Set/Out;51(5):297-302

No nosso estudo foi desenvolvido um mapa cogni-
tivo seguindo um método de mapeamento bem definido
usando um modelo de rede bayesiana que pudesse emu-
lar um raciocinio légico e sequencial para o diagnédstico
de tumores 6sseos pedidtricos. Acredita-se que esse mapa
pode contribuir para minimizar os esforcos e erros na de-
finicdo da agressividade de uma lesdo e na sugestdo de
um diagnéstico final. Ainda, pode colaborar com médicos
radiologistas menos experientes ao fornecer uma estrutura
organizada e sistematizada do raciocinio 16gico humano.
Por exemplo, esse mapa pode apoiar a formulacdo de hi-
poteses mais robustas e orientar médicos ortopedistas na
conducio e tratamento de lesdes desconhecidas.

Como limitagdo deste estudo, é importante relatar que
nem todos os tumores possiveis dentro do universo oncolé-
gico 6sseo pedidtrico puderam ser incluidos, o que, conse-
quentemente, resulta em um menor poder de assertividade
e de acuricia. Além disso, ha outras limitagdes, como a
propria caracteristica aciclica da estrutura, impedindo que
seja possivel transitar entre os diversos ramos da drvore —
como ocorre com redes em forma de grafo —, impedindo
que diagnésticos de ramos diferentes sejam apresentados
em conjunto frente a uma combinac¢io de achados diferen-
tes das previstas e pré-formuladas presentes no mapa. Ou
seja, 0 mapa cognitivo aqui proposto é uma primeira versao
de uma combinacio deterministica e limitada de tumores e
respectivos atributos.

Nio foram encontradas, na literatura consultada, de-
fini¢des claras dos graus de especificidade e sensibilidade
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dos achados radiolégicos de tumores 6sseos, o que, por
si 6, impossibilitou o uso de abordagem quantitativa na
distribui¢do e organizacdo dos multicritérios. Por isso,
foi adotado um método predominantemente qualitativo e
subjetivo para a constru¢do do mapa cognitivo. Como ati-
vidade futura acredita-se que um levantamento estatistico
para apresentar de maneira precisa o grau de especifici-
dade de cada achado em relacdo a determinados tumores
serd ttil, porque possibilitard a inclusdo de probabilidades
nos diversos niveis e ramos do mapa.

Estd em curso a construcdo de um aplicativo capaz de
auxiliar um usudrio a navegar anterogradamente ou retro-
gradamente nos ramos da drvore. Além disso, serd introdu-
zido um mecanismo de ensino que consiste em apresentar,
junto aos nos e arestas do mapa, informacao e contetido
teérico. Estdo planejadas avaliacdes com grupos de resi-
dentes, com o objetivo de medir a acurdcia do mapa e sua
aceitacdo como apoio ao raciocinio em prol do diagnéstico
de lesdes 6sseas pedidtricas.

CONCLUSAO

A complexidade na decisdo e o raciocinio para o diag-
néstico de cancer dsseo podem gerar inimeras consequén-
cias negativas secunddrias a erros iatrogénicos no diag-
nostico de uma lesdo 6ssea. Nem todos os profissionais
tém acesso a treinamento e educacdo adequados que os
capacite a uma cogni¢do légica correta em cima de uma
lesdo 6ssea. Este trabalho propde um mapa cognitivo para
auxiliar no diagnéstico radiolégico de tumores 6sseos soli-
tarios na faixa pediatrica. Com base nesse mapa serd pos-
sivel oferecer um aplicativo para apoio a profissionais e
residentes médicos e colaborar com o treinamento nessa
drea e, consequentemente, diminuir erros no diagnédstico
de uma lesdo dssea.
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