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RESUMO

Introducgao: o adenoma pleomorfico (AP) é uma neoplasia benigna que afeta as
glandulas salivares e que apresenta notavel variedade histopatolégica. Objetivo:
Relatar o caso de um AP com apresentacao clinica atipica em labio superior.
Relato do caso: uma mulher de 88 anos buscou atendimento estomatolégico
queixando-se de aumento de volume em labio superior, assintomatico, com tempo
de evolugdo de 2 anos. O exame fisico mostrou aumento de volume de limites mal
definidos, base séssil, com dreas normocrémicas e avermelhadas, telangiectasias,
superficie ulcerada, em mucosa labial superior e fundo de vestibulo do lado
esquerdo, além de notavel assimetria facial. Com hipétese diagnéstica de neoplasia
maligna de glandula salivar, uma bidpsia incisional foi realizada.
Microscopicamente, observou-se neoplasia glandular composta por células
epitelial ductais e células mioepiteliais com multiplas formagdes ductais, presente
em um estroma frouxo e cartilagineo. Atomografia computadorizada evidenciou
uma lesdo ampla e extensa com densidade compativel com tecidos moles, sem
focos de calcificagdo ou comprometimento de estruturas 6sseas. Com base nos
critérios clinicos, imagenoldgicos e histopatolégicos, o diagnostico final foi de
AP. A paciente foi submetida a exérese total da lesdo em ambiente hospitalar. O
pos-operatério de 06 meses revelou auséncia de recidiva da lesdo e melhora
significativa no aspecto facial. Conclusao: o AP deve ser considerado como
hip6tese diagndstica para aumentos de volume de crescimento lento em labio
superior, ainda que apresentem areas ulceradas e telangiectasicas.

ABSTRACT

Introduction: pleomorphic adenoma (PA) is a benign neoplasm that affects the
salivary glands and presents remarkable histopathological variety. Objective: to
report the case of a PA with atypical clinical presentation in the upper lip. Case
report: an 88-year-old woman sought dental care complaining of an
asymptomatic swellingin her upper lip, which had been evolving for 2 years. The
physical examination showed a swelling of ill-defined limits, sessile, with
normochromic and reddish areas, telangiectasias, an ulcerated surface, in the
upper labial mucosa and the vestibule on the left side, in addition to notable facial
asymmetry. With diagnostic hypothesis of salivary gland malignancy, an incisional
biopsy was performed. Microscopically, a glandular neoplasm composed of ductal
epithelial cells and myoepithelial cells with multiple ductal formations was
observed, presentin aloose and cartilaginous stroma. Computed tomography
showed a large and extensive lesion with a density compatible with soft tissues,
without foci of calcification orinvolvement of bone structures. Based on clinical,
imaging and histopathological criteria, the final diagnosis was PA. The patient
underwent total excision of the lesion in a hospital setting. The 6-month
postoperative evaluation showed no recurrence of the lesion and significant
improvement in facial appearance. Conclusion: PA should be considered as a
diagnostic hypothesis for slowly growing swellings in the upper lip, even if they
present ulcerated and telangiectatic areas.
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INTRODUCAO

As neoplasias de glandulas salivares (NGS)
representam um grupo de lesdes orais raras e compreendem
de 3% a 6% de todas as neoplasias que afetam a regido de
cabeca e pescog¢o, com notdvel variedade clinica e
histopatolégica. Estima-se que suaincidéncia global anual
sejade aproximadamente 0,4-13,5 por 100.000 pessoas.* Essas
lesdes apresentam comportamento bioldgico variado, mas
a maior parte das neoplasias glandulares salivares sdo
benignas, e afetam frequentemente mulheres entre a42e 72
décadasdevida.?

As glandulas salivares maiores sdo mais
frequentemente afetadas do que as menores ou acessorias.>*
Em termos de incidéncia, a parétida é a mais comumente
afetada, seguida pela glandula submandibular, enquanto
menos de 1% dos tumores afetam a glandula sublingual.?
Quando setrata das glandulas salivares menores, o palato é
de longe o local mais frequentemente afetado, seguido pela
mucosa jugal e pelo labio superior.?

As NGS apresentam uma diversidade clinicopatolégica
extensa e, recentemente, a Organizacao Mundial da Sadde
(OMS) descreveu e reclassificou novas condig¢des, denotando
acomplexidade no diagndstico, tratamento e estudo dessas
lesdes.!

Interessantemente, o recente trabalho de Kokubun et
al.* que avaliou retrospectivamente 432 casos de NGS em
glandulas salivares menores intraorais em uma populagao
japonesa, mostrou que, de acordo com a localizagao
anatémica, o palato (57,9%) foi a regido mais comum da
distribuicao dos tumores benignos e malignos, seguido do
labio superior (15,5%) e mucosa jugal (8,3%). Em adi¢do, no
trabalho de Da Silva et al.®, o qual realizou um estudo
retrospectivo de 2292 casos de tumor de glandulas salivares
ao longo de 20 anos no Brasil, mostrou que quando o
comportamento das lesdes malignas e benignas foram
avaliadas, o sitio mais afetado era o palato (27,5%), seguido
do labio (7,1%) e mucosa jugal (6,4%). No entanto,em ambos
os estudos o tumor benigno mais reportado foi o Adenoma
Pleomoérfico (AP).

O AP é o tumor benigno mais comum das NGS,
representando quase 50% de todas as neoplasias que
ocorrem na regidao da cabeca e pescoco.® Clinicamente,
manifestam-se como um aumento de volume que cresce
lentamente, assintomaticos, bem delineados e cobertos por
mucosa normal. Entretanto, ocasionalmente, ulceragoes
podem serobservadas.” Apesar de ser classificado comouma
neoplasia benigna, existem relatos na literatura de
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transformacgao maligna, dada a sua composicdo contendo
tecidos epiteliais e mioepiteliais. O AP pode se transformar
no Carcinoma ex adenoma pleomérfico (CXPA) com
progressao agressiva em 6% dos casos.®

Embora o diagnéstico das NGS seja, na maioria dos
casos, vinculado as caracteristicas morfologicas/
arquiteturais analisadas microscopicamente, o dentista pode
enfrentar desafios durante a construcao de suas hipdteses
clinicas frente ao surgimento de NGS clinicamente atipicas
na rotina odontolégica. Assim, a tomografia
computadorizada e ressonancia magnética sao exames
complementares que auxiliam a determinar a localizagao
precisada NGS bem como suas extensdes e envolvimento de
estruturas adjacentes.”

Segundo Mariz et al.,’ as caracteristicas ditas
comumente como sugestivas de malignidade nas NGS sao
dor, superficie irregular, alteracado de cor azulada/roxa,
ulceracao etelangiectasia. Atelangiectasia foi frequentemente
encontrada em tumores benignos, apesar de ser maiscomum
em tumores malignos, o que pode tornar a dificil decisdo de
realizar uma biépsia incisional ou excisional, particularmente
em tumores pequenos.® “Destaca-se, portanto, aimportancia
de os cirurgides-dentistas manterem um alto grau de suspeita
clinica durante o processo de diagnostico de NGS, por serem
um grupo de condi¢des com caracteristicas muito variadas.

Baseado no exposto, o objetivo deste trabalho é
relatar o processo de diagndstico e tratamento de um AP
com apresentacdo clinica atipica em labio superior, com
énfase em seus aspectos clinicos, histopatolégicos e de
imagem.

RELATO DO CASO

A realizacdo deste relato ocorreu conforme as
diretrizes do checklist CARE (Case Report). Os dados da
paciente incluidos neste relato de caso foram tratados de
forma anénima, e a declaracdo de consentimento
informado foi assinado por ela, permitindo a utilizagao dos
seus registros médicos e dentarios.

Paciente do sexo feminino, melanoderma, 88 anos de
idade, buscou atendimento estomatolodgico na Faculdade
de Odontologia da Universidade Federal do Rio de Janeiro
(FO-UFRJ) em agosto de 2023 queixando-se de um aumento
de volume em labio superior com evolucdo de 2 anos e sem
sintomatologia. Em sua histéria médica ela relatou nao
apresentar doencas de base e negou fazer uso de
medicamentos continuos. Negou, também, ser tabagista,
etilista ou ter alergias.

Ao exame fisico extraoral havia assimetria facial
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relacionada a tumefacao, indolor, de consisténcia
fibroelastica, de formato irregular e normocrémica. Ndo
havia linfonodos palpaveis (Figura 1). No exame intraoral,
era possivel notar um aumento de volume submucoso de
aproximadamente 5cm, de limites mal definidos, com areas
normocromicas, avermelhadas e brancas, superficie
ulcerada localizada em labio superior e fundo de vestibulo
com extensdo progressiva para regido nasogeniana ao lado
direito daface (Figura 2).

Na ocasidao, com hipotese diagnostica de neoplasia
maligna de glandula, uma bidpsia incisional foi realizada
em ambiente ambulatorial sob anestesia local e os espécimes
foram enviados para analise microscépica. O exame
histopatologico revelou a presenca de uma neoplasia
composta por componentes epiteliais e mioepiteliais,
formando estruturas ductais. O estroma da lesdo era ora
frouxo, ora com aspecto cartilaginoso (Figuras 3A e 3B).
Assim, o diagnostico de AP foi estabelecido.

A paciente foi submetida a exame de tomografia
computadorizada de multidetectores (TCMD). Nas
reconstrugdes axial, coronal e sagital observou-se uma lesédo
com densidade compativel com tecidos moles localizada na
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regido anterior direita da face, estendendo-se da linha média
até parede lateral na regido do processo zigomatico da
maxila direita promovendo aumento de volume e
significativa assimetria quando comparado com o lado
oposto. Nao foram observados focos de calcificacdo nem
comprometimento das estruturas ésseas da maxila direita,
que mantinha suas corticais preservadas, vias aéreas sem
obstrucées com espagos preservados e seio maxilar
normoaerado (Figura 4). Esses aspectos sugeriram a
caracteristica benigna da lesdao, apesar do seu aspecto clinico
preocupante.

A paciente foi encaminhada ao Servico de Cirurgia e
Traumatologia do Hospital Universitario Fraga Filho para
ser submetida a exérese total da neoplasia em ambiente
hospitalar sob anestesia geral (Figura 5). A paciente continua
em acompanhamento clinico regular e o pés-operatério de
06 meses revelou auséncia de recidiva da lesdo e melhora
significativa no aspecto facial (Figura 6). Atualmente a
paciente foi encaminhada para tratamento reabilitador
protético na referida instituicdo e continuara realizando
consultas semestrais regulares com as equipes de
estomatologia e cirurgia e traumatologia bucomaxilofaciais.

Figura 1: Exame fisico extra oral. A) Vista frontal mostrando evidente
assimetria facial, com apagamento do sulco nasogeniano e elevagdo
da asa do nariz do lado esquerdo; B) Vista infero-superior evidenciando
o aspecto expansivo da leséo.

Figura 2: Exame fisico intraoral. Aumento de volume de limites mal
definidos, base séssil, com dreas normocrémicas, avermelhadas e
brancas, telangiectasias, superficie ulcerada, em mucosa labial
superior e fundo de vestibulo do lado esquerdo.

Figura 3: Exame histopatoldgico (Hematoxilina e Eosina). A) (40x)
Neoplasia benigna glandular exibindo muiltiplas formagées ductais,
num estroma frouxo e cartilagineo; B) (200x) Maior umento com énfase
no componente epitelial ductais e células mioepiteliais.

Figura 4: Achados tomogrdficos. A) Corte axial; B) Corte coronal; C)
Corte“sagital, evidenciando imagem isodensa com envolvimento da linha
média até parede lateral na regido do processo zigomdtico da maxila direita,

sem obstrugdes das vias aéreas e com espagos e seio maxilar normoareado.
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Figura 5: Trans cirdrgico. A) Exérese do AP; B) Sutura da loja cirdrgica.

DISCUSSAO

O AP é o tumor de glandula salivar mais comum e
afeta principalmente as glandulas salivares maiores. O
envolvimento das glandulas salivares menores tem sido
relatado na literatura, sendo a regido mais acometida o
palato mole e duro, mucosajugal e seguido do labio superior.

Uma revisao realizada por Umemori et al.** buscou
avaliar a ocorréncia de AP em regiao de labios no periodo
de 2000 a 2022, e dos 35 casos de AP labial, 30 (85,7%)
ocorreram em labio superior e apenas cinco (14,3%) estavam
no labioinferior. A propor¢do homem/mulher dos APs labiais
foi de 4:3 (diferenca ndo significativa), e a faixa etaria foi de
10a72anos. Jasegundo o estudo de Santana et al.? 0 AP foi
aneoplasiacom diagnostico mais frequente em mulheres e
aidade variou entre 11 e 83 anos, com média de 48 anos.
Esses dados vao de encontro com o relatado no presente
caso e demonstra que AP labiais podem ocorrerem ampla
faixa etaria.

Interessantemente, Jalaeefar et al.** também fizeram
orelato de diagnostico de um extenso AP em labio superior
esquerdo, com tempo de evolugcdo de 2 anos, assintomatico,
bem circunscrito, medindo aproximadamente 3cm, e cuja
mucosa que revestia a lesdo apresentava-se intacta e sem
ulceracgoes. No referido caso, o paciente também néao
apresentava nenhuma doenca de base ou qualquer
alteracdo em exames laboratoriais. Esses dados se
assemelham parcialmente com o presente caso, que embora
otempo de evolugao longo seja compativel com o curso de
neoplasias benignas, o aspecto ulcerado e com
telangiectasias se assemelha com o que é visto comumente
em neoplasias malignas. O tamanho extenso da lesdo pode
ser justificado pelo fato de que os AP ndo costumam
apresentar sintomatologia, o que muitas vezes leva a busca
tardia pela avaliacdo com um profissional da saude.

Mariz et al.® em seu estudo sobre indice clinico
preditivo de risco de malignidade em NGS observaram que
dor, superficie irregular, alteracdo de cor, ulceragdo e

Figura 6: Acompanhamento clinico de 06 meses. A) Exame fisico
extraoral evidenciando melhora significativa do aspecto facial; B)
Exame fisico intraoral.

telangiectasia foram significativamente associadas ao
diagndstico maligno. Assim, com base no aspecto atipico do
presente caso, ressaltamos a necessidade de estabelecero
diagnostico microscdpico nas neoplasias de glandulas salivar
para optar pelo melhor tratamento para o paciente.

Exames de imagens como a tomografia
computadorizada (TC), que foiempregada no presente caso,
sdo Uteis para avaliar extensdo lesional e presenca de
expansdo em sitios contiguos. No caso de diagndstico do AP,
aTCearessonanciamagnética nuclear se complementam.
De acordo com o estudo de Kakimoto et al.,’> em avaliagdes
tomograficas, 0 AP tende a apresentar margem bem definida,
borda lisa, aspecto heterogéneo e baixo contraste entre o
tumor e o tecido circundante. No entanto, as caracteristicas
do AP na TC podem ser pleomorficas, tendo em vista as
variedades de apresentagcdesimagenolégicas nas NGS. Tais
achados se aplicam ao presente caso e reforcam, mais uma
vez, a necessidade de andlise histopatologica para
determinar o correto diagndstico dessas lesdes.

Embora o AP seja uma das principais hipoteses
diagnostica para lesdes de crescimento lento e assintomatico
em labio superior, o carcinoma mucoepidermdéide também
pode entrar nas hipdteses diagnosticas por ser encontrado
em adultos, ser uma lesdo de maiores dimensdes, localizado
e apresentar caracteristicas clinicas atipicas de tumor
maligno de glandula salivar.'* O adenoma canalicular
também apresenta caracteristicas semelhantes ao do
referido caso, por se apresentar por um ndédulo bem
demarcado, ocasionalmente de coloracao azulada, medindo
entre 0,5-2 cm, assintomatico em mucosa labial superior.*®
Tais caracteristicas levam, em certas ocasioes, a necessidade
de se estabelecer um diagndstico diferencial com o AP.

Uma provavel limitacao desse estudo seria o curto
tempo de seguimento clinico, o que poderia suscitar
questionamentos sobre o risco de recorréncia e subsequente
reabilitacao protética. Uma coorte holandesa que avaliou
3506 casos de AP em glandulas salivares demonstrou que o
tumor recorreu em 125 (4,6%) dos 2.719 pacientes que tiveram
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pelo menos cinco anos de acompanhamento.!¢ Vinte (16%)
também tiveram uma segunda recorréncia e dois (10%)
tiveram umaterceira. As taxas de primeira recorréncia foram
de 2,3% em cinco anos, 4,0% aos 10 anos, 5,6% aos 15 anos
€ 6,7% aos 20 anos de acompanhamento, com um tempo
mediano de 7 anos até a primeira recorréncia (variacdo de
0,6-20,7, IC 95% 5,9-8,1).%° No presente caso, a paciente
continua em acompanhamento clinico regular e nos
optamos por considerar os beneficios da reabilitagdo
protética em aspectos psicoldgicos e funcionais.

CONCLUSAO

O processo de diagnoéstico de AP em labio superior
que cursam com aumento de volume submucoso, ulceragdo
etelangiectasia, pode ser desafiador. Embora o conjunto de
caracteristicas clinicas possam ser sugestivas de
malignidade, a avaliacdo microscopica eimagenolégicada
lesdo sdo essenciais e contribuem para definir o
comportamento clinico da lesao.
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