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T resumo

Sialoadenite esclerosante | A sialoadenite esclerosante (tumor de Kuttner) representa um processo inflamatdrio crénico incomum
de gléandula salivar, que acomete com maior freqliéncia a glandula submandibular. O objetivo deste
trabalho € relatar o caso clinico de um paciente que apresentou sialoadenite esclerosante cronica

cronica

Tumor de Kuttner associada a quadro de sialolitiase. Essa entidade patoldgica é pouco freqiiente, clinicamente pode ser

confundida com uma neoplasia e, embora seja resolvida com a exérese da lesdo, causa transtornos
importantes ao paciente, como dor intensa, disfonia e disfagia.

Glandula submandibular

abstract

Chronic sclerosing sialadenitis (Kuttner tumour) is an unusual chronic inflammatory process of the salivary | Chronic sclerosing
gland that affects principally the submandibular gland. The aim of this work is to report a case of chronic

sialoadenitis
sclerosing sialadenits associated with sialolithiasis. Kuttner tumour is an uncommon entity that clinically may
not be distinguished from neoplasia and though it can be resolved by surgical excision of the lesion, it causes Huttner tumour
important upset for the patient, as intense pain, dysphonia and dysphagia. Submandibular gland

em 1991©. Em virtude de sua semelhanca com uma

Introducao

. ] neoplasia verdadeira e da falta de casos reportados na
O tumor de Kuttner (TK), também denominado

literatura, tornou-se uma lesdo pouco conhecida por

sialoadenite esclerosante cronica (SEC), representa um . S
clinicos e patologistas®™.

processo inflamatério cronico fibrosante incomum de . .
Acomete adultos, em ampla faixa etaria (13 a 81

glandula salivar, que acomete quase exclusivamente a I J .
anos), sem predilecdo por sexo, com ocorréncia predomi-

glandula submandibular e freqlientemente pode ndo . .
nantemente unilateral e grau de envolvimento glandular

r distingui ma neoplasia ver ira®. > . .
ser distinguido de uma neoplasia verdadeira variavel. Os aspectos clinicos do TK caracterizam-se por

Foi primeiramente descrito na literatura germanica
por Kuttner, em 1896, sendo reconhecido como entida-
de distinta pela Organizacdo Mundial de Satide (OMS)

aumento de volume difuso, de consisténcia endurecida,
assintomético, na regido glandular, semelhante a um
crescimento neoplasicot 78
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A associacdo dessa entidade com sialolitiase pode ser
vista em 30% a 83% dos casos. Sabe-se que desordens
da secrecdo glandular, inflamacéo linfocitéria e reacdes
imunes também podem se relacionar com sua etiopato-
génese 7,

Microscopicamente, classifica-se a SEC em quatro
estagios de acordo com seu grau de inflamacéo e fibrose.
O estagio 1 caracteriza-se por um infiltrado inflamatério
linfocitério focal, periductal. O estadgio 2 mostra infiltracéo
difusa de linfécitos, atrofia acinar acompanhada por fibrose
periductal e lobular. Observa-se, também, metaplasia com
proliferacéo do epitélio ductal. No estagio 3 ocorre redugéo
do parénquima secretor da glandula, desenvolvimento de
foliculos linféides secundérios, com centros germinativos
reativos e proliferacdo de ductos, além da ocorréncia de
metaplasia escamosa. O estdgio 4 mostra destruicdo da
arquitetura tubular, com perda do parénquima glandular
e esclerose severa(" 2.

A duragdo dos sintomas antes do tratamento é variavel,
de meses a décadas, e depende do tamanho da leséo. A
hipétese diagnéstica em geral é neoplasia de glandula
salivar®,

A SEC deve ser diagnosticada através da realizacdo do
exame histopatoldgico, j& que sua histopatologia esta bem
estabelecida na literatura. O progndstico é favorével, e ndo
existem relatos de transformacéo maligna®.

Relato do caso

Paciente do sexo masculino, negro, 24 anos, apresen-
tou-se em consulta ao setor de emergéncia bucomaxilofacial
do Hospital Regional de Araruama (R]), com a seguinte
queixa principal: “inchaco embaixo do queixo e dentro
da boca”.

Durante a anamnese, ndo foram relatadas doencas
sistémicas relevantes. Ao exame extrabucal, observou-se
tumefacéo em regido submandibular esquerda, sensivel a
palpacdo, com evolucéo de seis anos. Foi também relatada
sintomatologia dolorosa durante alimentacdo, degluticdo
e fonacdo, além de xerostomia. No exame intrabucal,
notou-se a presenca de um aumento de volume nodular,
de consisténcia endurecida, base séssil, superficie lisa e
hipocrémica, dolorosa a palpacéo, sobrejacente ao ducto
de Wharton, em assoalho bucal.

Ao exame de radiografias extra-orais lateral e obliqua
de mandibula, foi observada imagem radiopaca triangular
bem delimitada, de contornos irregulares, medindo 3,8 x

2,2 x 1,6 cm em seus maiores didmetros, localizada préximo
ao angulo mandibular esquerdo, estendendo-se dos tercos
apicais dos molares esquerdos a regido submandibular do
mesmo lado, superpondo-se ao osso hidide (Figura 1).

Figura 1 - Radiografia inicial

As hipéteses diagnésticas foram sialoadenite, sialolitiase
e neoplasia de glandula salivar. Foi realizada excisdo cirdr-
gica da lesdo, com remocdo total da glandula submandi-
bular esquerda, por acesso extra-oral, sob anestesia geral.
Foi obtido, além do tecido mole referente a glandula, um
sialolito medindo, 3 x 2 x 1,6 cm.

Todo o material foi encaminhado ao Servico de Anatomia
Patoldgica do Hospital Universitario Antonio Pedro (HUAP).
Ao exame microscopico, observou-se intenso infiltrado infla-
matério linfocitério, destruicdo dos acinos (Figura 2), fibrose
periductal e ectasia dos ductos (Figura 3). Areas de meta-
plasia do epitélio ductal foram evidenciadas. A destruicéo do
parénquima secretor glandular por intensa fibrose também
foi encontrada em toda extensao do corte (Figura 4).
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Figura 3 - Ectasia ductal e fibrose periductal .

o

Figura 4 - Substituicdo do parénquima glandular por intensa fibrose

O diagnéstico definitivo foi de sialoadenite esclerosante
cronica (Tumor de Kuttner) associada a sialolitiase. Em
proservacdo ap6s o tratamento cirdrgico (Figura 5) ndo
foram observadas alteracdes. O paciente permanece em
acompanhamento semestral, ndo apresentando mudancas
até a presente data.

Figura 5 - Proservagdo apés tratamento cirdrgico: ndo foram observadas alteragbes
(6 meses)

Discussao

O TK representa uma condicdo inflamatéria incomum
que afeta as glandulas salivares maiores e clinicamente
apresenta-se como um aumento de volume de consisténcia
endurecida, com importantes dimensdes, o que dificulta
sua distingdo de uma neoplasia verdadeira. Entretanto, o
diagnéstico histopatolégico ndo se torna dificil quando o
patologista tem conhecimento de sua existéncia® *®.

Embora tenha suas etiologia, fisiopatologia e evolucdo
descritas ha muito na literatura, essa lesdo constitui uma
entidade pouco conhecida por clinicos e patologistas, em
virtude do pequeno nimero de casos publicados até os
dias de hoje®*.

O caso relatado neste trabalho refere-se a um paciente
masculino, negro, com 24 anos de idade, que buscava
tratamento da lesdo ha seis anos. Ha relatos em que a faixa
etéria varia dos 12 aos 83 anos de idade, o que torna pro-
cedente a idade do paciente em questdo. Existem ddvidas
em relacdo a prevaléncia do género, pois de acordo com a
literatura o sexo masculino € o mais acometido, enquanto
Harrison et al.® relatam a prevaléncia do feminino® 4.

Em razdo de sua apresentacdo clinica o TK mimetiza uma
neoplasia. Suas caracteristicas histopatoldgicas propiciam o
diagnéstico diferencial com tumores fibroblésticos, linfoma
esclerosante, neoplasias de glandulas salivares, les6es linfo-
epiteliais benignas, doenca de Kimura, linfoma extranodal
marginal de células B e tumor pseudo-inflamatério, o que
torna relevante o conhecimento de seus aspectos histopa-
tolégicos para obtencéo de um diagndstico preciso 9.

O presente caso difere das lesdes linfoepiteliais benignas
por néo apresentar ilhas mioepiteliais. Além disso, nao foi
observada presenca de infiltrado inflamatério eosinofilico,
caracteristica presente na doenca de Kimura. A preservacdo
da arquitetura glandular e a uniformidade celular desfavo-
recem os diagndsticos de linfoma extranodal marginal de
células B, assim como o de pseudotumor inflamatério® .

No caso apresentado observa-se ao exame histopato-
l6gico a presenca de todos os estagios, predominando o
estagio 3, compativel com o tempo de evolucéo da leséo,
0 que esta de acordo com os achados da literatura® 2.

A sialolitiase € uma alteracdo comum das glandulas
salivares e a maior causa de disfuncdo glandular®. Autores
como Huang et al. (2002)™, Adachi et al. (2004)™" e Ahuja
et al. (2003)@ relatam que a associacdo com sialolitos pode
estar presente em 30% a 83% dos casos e que esses calculos
geralmente estdo localizados na por¢éo terminal do sistema
ductal, o que diverge deste caso, uma vez que o sialolito
localiza-se na porgao glandular do ducto.
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Apesar disso, ainda existem dividas sobre o sialolito
ser causa ou conseqiiéncia do TK. Hung et al. (2002)" e
Adachi et al. (2004)" alegaram que um sialolito ou qualquer
obstrucdo gera inflamacdo e infeccao cronicas que, somadas
ao acimulo de células inflamatérias, podem levar a edema
dos é4cinos glandulares, necrose, ectasia ductal e retencdo
de saliva, acompanhados de edema e inflamacdo, o que
caracteriza uma sialoadenite esclerosante. Outros autores
afirmam ser o sialolito secundério ao processo inflamatério,
desencadeando o estabelecimento desse tumor('”

Consideracoes finais

A SEC representa uma entidade clinicopatolégica
distinta, reconhecida pela OMS em 1991, que consiste
em leséo inflamatéria benigna incomum, semelhante a
uma neoplasia verdadeira. Torna-se necessario o conheci-
mento de suas caracteristicas para o estabelecimento do
diagnéstico preciso, bem como do tratamento imediato
e adequado, compativeis com uma entidade benigna
que pode comprometer as fungdes de fala, alimentacdo e
degluticdo do paciente.
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