Braz J Otorhinolaryngol. 2020;86(6):820-823

Brazilian Journal of

OTORHINOLARYNGOLOGY

www.bjorl.org

RELATO DE CASO

Arteriovenous malformation of the maxillary sinus:

a rare clinical entity™

Check for
updates

Malformacao arteriovenosa do seio maxilar: uma entidade clinica rara

Dongwon Kim?, Kyung-Un Choi®, Hak-Jin Kim® e Kyu-Sup Cho © #*

a Pusan National University Hospital, Pusan National University School of Medicine, Department of Otorhinolaryngology

and Biomedical Research Institute, Busan, Republica da Coreia

b Pusan National University Hospital, Pusan National University School of Medicine, Department of Pathology, Busan, Republica

da Coreia

¢ Pusan National University Hospital, Pusan National University School of Medicine, Department of Radiology, Busan, Republica

da Coreia

Recebido em 23 de maio de 2016; aceito em 9 de agosto de 2016

Disponivel na Internet em 27 de maio de 2017

Introducao

Malformacoes arteriovenosas sao uma anormalidade vas-
cular estrutural causada pela auséncia de leitos capilares
normais, as quais levam ao desenvolvimento de canais san-
guineos anormais que ligam a circulagao arterial a circulacao
venosa." Embora os tumores vasculares na cabeca e no
pescoco sejam relativamente comuns, particularmente na
mandibula, as malformacdes arteriovenosas da cavidade
nasal e dos seios paranasais sdo extremamente raras.” Essas
lesdes geralmente sao benignas, mas em alguns casos podem
ser fatais devido ao seu potencial hemorragico intratavel.'
Além disso, ndo ha consenso sobre a técnica cirlrgica
mais eficaz. Descrevemos um caso raro de malformacao
arteriovenosa do seio maxilar, que se apresentou como
epistaxe recorrente apos polipectomia nasal, a qual foi
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completamente removida pela técnica de Caldwell-Luc
sem embolizacao endovascular. O estudo foi aprovado pelo
Comité de Etica Institucional do Pusan National University
Hospital (Hospital da Universidade Nacional de Pusan).

Relato de caso

Jovem de 17 anos foi encaminhado ao ambulatério devido a
epistaxe recorrente apos polipectomia nasal esquerda. Ele
havia sido submetido a polipectomia nasal em uma clinica
local havia dez dias, devido a congestao nasal. Nao apre-
sentava outros sintomas ou qualquer historico médico. Nao
havia histérico de trauma e qualquer sinal de alergia. O
exame endoscopico revelou abaulamento da parede late-
ral do nariz e sangramento devido a presenca de uma lesédo
no seio maxilar esquerdo (fig. 1 A). A tomografia compu-
tadorizada (TC) dos seios paranasais mostrou uma lesao
tumoral com realce heterogéneo no seio maxilar esquerdo,
sem envolvimento d0sseo adjacente (fig. 1 B e C). Na res-
sonancia magnética (RM), a lesdao se expandia até o seio
maxilar esquerdo, com alta intensidade de sinal nas ima-
gens ponderadas em T1 (T1WiIs) e sinal heterogéneo de alta
intensidade nas imagens ponderadas em T2 (T2WIs), com
grande realce (fig. 1 D-F).

Considerando a localizacdo do tumor, o acesso cirdrgico
foi obtido pelo método de Caldwell-Luc, sob anestesia geral,
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Figura 1 Achados endoscopicos e radiologicos pré-operatorios. A endoscopia nasal (A) mostra abaulamento da parede nasal
lateral esquerda (NLE). Imagens de tomografia computadorizada axial (B) e coronal (B) mostram massa com realce heterogéneo
no seio maxilar esquerdo, sem envolvimento 6sseo adjacente. A massa mostra elevada intensidade de sinal misto em T1 axial (D),
grande realce em pods-contraste T1 axial (E) e sinal de alta intensidade heterogéneo em T2 coronal (F) nas imagens de ressonancia
magnética. S, septo nasal.

Figura 2 Achados endoscopicos intraoperatorios pela abordagem de Caldwell-Luc. (A) A mucosa polipoide (P) foi detectada na
porcao inferior do seio maxilar esquerdo. (B) Apds a remocao da mucosa polipoide, a massa altamente vascular (M) se originava a
partir da parede superior medial e parcial do seio maxilar esquerdo.

Figura 3  Achados histopatoldgicos de malformacéo arteriovenosa. (A) A massa foi removida pela abordagem de Caldwell-Luc,
media 3,2 x 2,5 x 1,0cm. (B) O corte do espécime mostra espacos vasculares de formatos irregulares de tamanhos variaveis, com
trombo (H&E, 200x).
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porque a cirurgia endoscopica sinusal apresentava alto risco
de sangramento. A lesao se originava da parede medial e
parcialmente da parede superior do seio maxilar esquerdo
(fig. 2 A e B). A base da lesao, inclusive a mucosa saudavel
em torno dela, foi removida com sucesso com bisturi harmo-
nico e microdebridador, sob visualizacao direta por meio de
um endoscopio nasal, e cauterizada com bisturi elétrico para
prevencao de recorréncia (fig. 3 A). O exame histopatoldgico
mostrou espacos vasculares irregulares de tamanho variavel
e com trombo, consistente com malformacao arteriovenosa
(fig. 3 B). O curso pos-operatorio transcorreu sem intercor-
réncias e o paciente recebeu alta cinco dias ap0s a cirurgia.
Exames endoscopicos e TC feitos trés meses apos a cirurgia
nao mostraram evidéncia de recorréncia.

Discussao

As malformacoes vasculares ocorrem como resultado da
angiogénese anormal do vaso durante a embriogénese.® A
maioria das malformacdes vasculares da cabeca e pescoco
ocorre no couro cabeludo e na pele.* Ja as arteriovenosas
sao as menos comuns entre as malformacodes vasculares e
pertencem a uma categoria de lesdes de alto fluxo.’ Embora
sejam de natureza congénita, elas podem nao ser identifi-
cadas ao nascimento e podem nao se tornar evidentes até
que o crescimento adicional ou ingurgitamento vascular
seja visto como uma resposta a trombose, trauma, infeccao
ou flutuacdes endocrinas.® Diferentemente dos hemangio-
mas, que sofrem regressdo espontdnea, as malformacoes
arteriovenosas geralmente aumentam proporcionalmente
ao crescimento da crianca. A idade média de seu sur-
gimento é 19 anos e ambos os sexos sao igualmente
afetados.®

A queixa mais comum a apresentacdo de malformacdes
arteriovenosas da regido maxilofacial é o sangramento
cronico intermitente, embora alguns desses tumores nao
apresentem sinais ou sintomas.” Os pacientes podem
apresentar dores de cabeca, dente e/ou ouvido, zum-
bido, pulsacao, epistaxe, edema, assimetria facial, dor
ocular, mobilidade e compressibilidade dos dentes em
suas bases.? O sintoma primario do nosso paciente era
sangramento nasal recorrente apos polipectomia nasal,
sem apresentacdo de outros sintomas. Ja que ele nédo tinha
historico de cirurgia ou trauma contuso, concluiu-se que a
sua malformacdo arteriovenosa era congénita. E importante
diferenciar a malformacao arteriovenosa de hemangiomas.
Histologicamente, a malformacéao arteriovenosa é composta
por canais arteriovenosos anormais em comunicacao uns
com os outros. A abundancia de componentes arteriais (de
paredes espessas) com formas e tamanhos diferentes e
canal venoso adjacente de parede fina pode nos ajudar no
diagnostico de malformacéo arteriovenosa.*

Embora muitas malformacoes arteriovenosas possam
ser suspeitadas clinicamente, o diagnostico por imagem
€ necessario para confirmacdo e planejamento do trata-
mento, especialmente porque o diagnostico incorreto pode
levar a um tratamento inadequado ou imprdprio e resultar
em hemorragia com risco a vida, bem como reincidéncia.”
A RM é a investigacao de escolha, pois fornece informagoes
precisas sobre a extensao da lesao, melhor contraste entre a
lesdo e os tecidos circundantes e tem capacidade de analise

multiplanar. Ela também pode ajudar a distinguir entre
os diferentes tipos de anomalias vasculares.”® A TC com
contraste tem um papel na avaliacdo de lesoes intradsseas
e das margens osseas das lesoes extensas consideradas para
resseccdo.’ A angiografia, particularmente a angiografia
por subtracao digital, tem uma funcdo especifica, mas
limitada, no diagndstico de lesbes vasculares, mas nao deve
ser usada como primeira linha de investigacao. No entanto,
€ util para mapear o suprimento de sangue da lesao e na
avaliacao das caracteristicas de fluxo das malformacgoes
arteriovenosas.’ A angiografia é geralmente reservada para
intervengoes endovasculares terapéuticas.

Aresseccao cirlrgica completa, com ou sem embolizacao
intra-arterial pré-operatoéria, é necessaria para evitar a
recorréncia. A embolizacdo é indicada para oclusdao
de lesbes irressecaveis, a oclusdao é feita em estagios,
como preparacao para a resseccao, ou como um controle
hemostatico pré-operatorio emergente. A embolizacdo
pré-operatodria pode ajudar a delinear a extensao da lesao,
reduzir o sangramento intraoperatério e diminuir o risco
de recorréncia. Devido ao fato de o suprimento de sangue
colateral estabelecer-se rapidamente, a operacao deve
acontecer de 24 a 48 horas ap6s a embolizacdo. Além
disso, nenhum paciente com malformacao arteriovenosa foi
curado por uma simples embolizacdo.> O objetivo da cirur-
gia é a remocao completa do nicho, que é a anormalidade
fundamental, pois até mesmo o menor dos nichos residuais
poderd expandir-se e causar a recorréncia.? A escolha
da abordagem endoscopica ou externa depende do tipo
de malformacado (conteldo vascular), idade do paciente
no tratamento, localizacdo, profundidade e extensao
da lesdo.? Embora ja tenha sido descrito tratamento
cirtrgico eficaz de lesbes de alto fluxo, sem embolizacao
pré-operatéria,” a resseccao apés a embolizacdo tornou-
-se o tratamento mais aceito. O tratamento cirlrgico
sem embolizacdo prévia é mais eficaz em lesdes focais
bem localizadas e menores, porque sdo susceptiveis de
apresentar vasos de alimentacdo menores e margens bem
definidas.'® Elas também tém melhor chance de cura e
ha menor probabilidade de hemorragia intraoperatéria.'!
Os achados da TC e RM da lesao, nesse caso, sugeriram
uma abordagem cirurgica, escolhida com base na area
envolvida. O tumor foi removido com éxito pela abordagem
de Caldwell-Luc, sem embolizacdo pré-operatéria, porque
as lesoes nao eram grandes e nao havia comprometimento
0sseo.

Malformacdes arteriovenosas difusas atravessam e des-
troem os limites teciduais e tém alta taxa de recorréncia
apos terapia por cirurgia ou embolismo.'? A taxa de recor-
réncia apos a resseccao cirurgica é de 81 e 98% apods a
embolizacdo." Os mecanismos sugeridos para recorréncia
incluem um ambiente pro-angiogénico que envolve hipdxia,
trauma e inflamacdo e a recanalizacao da vasculatura do
nicho. Se houver qualquer nicho remanescente, esses fato-
res levarao a uma recorréncia, muitas vezes com arquitetura
complexa e extenso envolvimento vascular.”®> No presente
caso, o nicho de malformacao arteriovenosa no seio maxi-
lar foi completamente removido por meio da abordagem de
Caldwell-Luc, sem sangramento significativo.
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Conclusao

Embora a malformacao arteriovenosa no seio maxilar repre-
sente uma doenca rara, é importante considera-la no
diagnostico diferencial de pacientes com epistaxe recor-
rente causada por lesdao altamente vascularizada do seio
maxilar. A remocao cirirgica completa por meio da abor-
dagem de Caldwell-Luc pode ser considerada para esse tipo
de lesdo, se possivel com preservacao da cosmética e da
funcdo, quando a intervencao cirlrgica for indicada.
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