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INFORMAQ;\O SOBRE O ARTIGO RESUMO
Historial do artigo: Os cistos teratéides s@o hamartomas, que contém tecidos derivados do endoderma, meso-
Recebido a 11 de outubro de 2019 derma e ectoderma, relativamente raros na cavidade oral, onde sdo frequentemente encon-
Aceite a 12 de junho de 2020 trados na regido da linha média do assoalho bucal. Este estudo relata um caso de cisto te-
On-line a 20 de julho de 2020 ratoide assintomatico, localizado em regido sublingual, em paciente do sexo feminino
lactente, com 1 ano de idade, com histérico de dificuldade de amamentacéo. A lesdo foi
Palavras-chave: removida cirurgicamente e apés 2 anos de acompanhamento nédo foram observados sinais
Boca de recidivas. Apés a avaliagdo morfolégica, foi classificado como coristoma por conter epi-
Coristoma télio gastrointestinal, epitélio respiratério e anexos dérmicos. Concluimos enfatizando a
Lactente relevancia do correto diagnédstico do cisto teratoide para o estabelecimento da conduta
Teratoma adequada, considerando as implicagdes clinicas capazes de comprometer as fungoes de

degluticao, mastigacao e respiracao do individuo afetado. (Rev Port Estomatol Med Dent Cir
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Teratoid cyst with respiratory epithelium, gastrointestinal epithelium
and dermal appendices: choristoma in a breastfed infant

ABSTRACT
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Teratoid cysts are hamartomas, which contain tissues derived from the endoderm, meso-
derm, and ectoderm, and are relatively rare in the oral cavity, where they are often found in
the midline region of the oral floor. This study reports a case of an asymptomatic teratoid
cyst located in a sublingual region, in a 1-year-old female infant with a history of breast-
feeding difficulty. The lesion was surgically removed, and, after 2 years of follow-up, no signs
of recurrence were observed. After morphological evaluation, it was classified as a choristo-
ma due to containing gastrointestinal epithelium, respiratory epithelium, and dermal ap-
pendages. We emphasize the importance of a correct diagnosis of the teratoid cyst for the
establishment of appropriate management, considering the clinical implications that can
compromise the swallowing, chewing, and breathing functions of the affected individual.
(Rev Port Estomatol Med Dent Cir Maxilofac. 2020;61(1):38-44)
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Introducao

Os cistos teratoides sdo hamartomas que podem conter va-
rios tecidos derivados do endoderma, mesoderma e ectoder-
ma.! De acordo com a classificagdo de Meyer,? os cistos tera-
téides sdo cistos disontogenéticos orais. De todos os cistos
disontogenéticos, cerca de 7% sd@o encontrados na regido de
cabeca e pescoco, dos quais 25% deles é visto no assoalho
bucal.?

Os cistos disontogenéticos representam menos de 0,01%
de todos os cistos orais. Entre eles, os cistos teratoides sao os
de apresentacdo clinica mais incomum. A avalia¢do histopa-
tolégica demonstra que este cisto pode ser revestido por teci-
do géstrico, intestinal, epitélio respiratério, escamoso, ciliado
ou até conter estruturas pancredticas. Os cistos teratoides que
contém epitélio respiratério e gastrointestinal foram classica-
mente como coristomas (massas tumorais de células com or-
ganizacdo arquitetural normal situadas em uma localizagao
anormal).*

O diagnéstico diferencial para esse cisto, devido a sua lo-
calizagdo, inclui a ranula, sialolitiase dos ductos da glandula
submandibular, cisto do ducto tireoglosso, higroma cistico,
cisto da fenda braquial, celulite do assoalho de boca, schwan-
noma e lipoma. Os principais diagnésticos diferenciais séo o
cisto dermodide, que se distingue histologicamente do cisto
epidermoéide apenas pela presenca de anexos normais ou dis-
morficos dentro de suas paredes, geralmente glandulas seba-
ceas ou foliculos capilares abortivos. O cisto teratdide é consi-
derado quanto a presenca de outros elementos, como
musculo ou 0sso.”

O diagnoéstico definitivo e a indicagdo do tratamento ade-
quado requerem o uso de exames de imagem como ultrasso-
nografia (US), tomografia computadorizada (TC), Imagem por
Ressonancia (RM) e exame histopatoldgico.® A lesdo é geral-
mente tratada por excisdo cirdrgica conservadora,’ utilizando
abordagem intraoral ou extraoral.®

O presente relato, tem o objetivo de descrever um achado
incomum na literatura em paciente lactente, abordar aspetos
referentes a sua origem, caracteristicas clinicas e conduta te-
rapéutica para o cisto teratoide em assoalho bucal.

Caso clinico

Paciente do sexo feminino, branca, 1 ano de idade, compare-
ceu ao servigo de Cirurgia e Traumatologia Bucomaxilofacial
apresentando leve assimetria em hemiface direita ao exame
extraoral (Figura 1) e pelo exame clinico intraoral, a paciente
apresentava lesdo congénita, assintomatica, com histérico
de crescimento exofitico, localizada em regido sublingual,
de coloragdo amarelada, consisténcia amolecida, implanta-
¢do séssil, medindo cerca de 5x4 cm (Figura 2). A mée da
crianca referiu dificuldades de sucgao e respiragao durante
a amamentacgao, assim como preocupagao com a invasivi-
dade local da lesdo. A paciente estava se alimentando por
meio de sonda desde o nascimento. Foi realizada a tomogra-
fia computadorizada de face com janela para partes moles
para determinar e delimitar a extensdo da lesdo e o compro-
metimento das vias aéreas. A lesdo mostrou-se hipodensa
compativel com lesdo cistica no corte axial (Figura 3) e sem
comprometimento de vias aéreas pelo corte sagital (Figura 4).
Além disso, foi realizado puncgédo aspirativa que evidenciou
conteudo amarelado e biopsia incisional, que revelou lesdo
cistica, bem delimitada, apresentando apéndices dérmicos.
O epitélio de revestimento ndo apresentava atipia ou carac-
teristicas de malignidade. A paciente foi submetida a anes-
tesia geral em ambiente hospitalar, a qual foi feita a incisdo
com eletrocautério em regidao sublingual, dissec¢do romba
dos planos musculares (Figura 5) e exérese completa da le-
sdo (Figura 6), sem margens de seguranca, por ser uma lesao
cistica, bem delimitada e benigna. A peca cirtrgica foi en-
viada para andlise anatomopatolégica (Figura 7). No mo-
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Figura 1. O aspeto clinico extraoral exibe leve assimetria Figura 4. Exame pré-operatdrio de tomografia

em hemiface direita. computadorizada em face mostra a dimensao da lesao
cistica de modo a esclarecer o comprometimento das
vias aéreas pelo corte sagital.

Figura 5. Fotografia correspondente ao trans-operatorio, no
Figura 2. O aspeto clinico intraoral da lesao mostra um qual foi realizada a Infiltragdo anestésica com lidocaina a
crescimento exofitico, localizado em regido sublingual. 2% + epinefrina 1:100.000, incisdo com eletrocautério em

regido sublingual, disseccdo romba dos planos musculares.
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Figura 3. Exame pré-operatdrio de tomografia Figura 6. Exérese da lesdo, coagulacao elétrica dos
computadorizada em face mostra area hipodensa (setas) pontos sangrantes, irrigacdo com soro fisiolégico 0,9% e
pelo corte axial correspondendo a lesao cistica. sutura por planos musculares com fio reabsorvivel 3-0.
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Figura 7. Peca cirurgica medindo 4 cm em sua maior
extensao.

Figura 8. Macroscopia: coloracao acastanhada, forma e
superficie regulares.

Figura 9. Macroscopia: lesdo cistica com presenca de
conteudo liquefeito, branco-amarelado, em seu interior.

mento da macroscopia, pdde-se observar uma lesdo cistica,
com forma e superficie regulares (Figura 8), que continha
um material liquefeito em seu interior (Figura 9). O exame
histopatolégico corado com hematoxilina e eosina e visuali-
zado em microscopia de luz revelou fragmento de leséo cis-
tica benigna do desenvolvimento contendo epitélios pavi-
mentoso estratificado ortoceratinizado com apéndices da
pele, tais como, foliculos pilosos e glandulas sebéceas; epi-
télio cilindrico ciliado semelhante ao epitélio do sistema
respiratério; epitélio colunar alto com projegoes em forma
de microvilosidades lembrando estruturas do endoderma,
tais como o revestimento gastrointestinal e elementos do
tecido conjuntivo, tais como, musculos e vasos sanguineos
(Figura 10 a-f). A coloragdo histoquimica pelo acido periédi-
co de Schiff (PAS) foi realizada com marcagao positiva nas
células caliciformes do trato gastrointestinal (Figura 10 g-h).
Em virtude dos achados morfolégicos supracitados, foi con-
firmado a hip6tese diagnéstica de cisto teratoide. A paciente
encontra-se hd 2 anos sob acompanhamento e o controle
pos operatério foi essencialmente clinico (Figura 11) uma
vez que a lesdo era encapsulada e foi totalmente removida
durante a cirurgia para a enucleacédo. Nao foi repetido o exa-
me de tomografia computadorizada para ndo expor a pa-
ciente a radiacao.

Discussao e conclusoes

O termo “cisto teratoide” foi usado pela primeira vez por Me-
yer et al.,? na sua classificacdo, de 1955, de cistos disontogené-
ticos de regido cervicofacial, com base no tipo de camadas
germinativas incluidas na parede cistica, definindo trés tipos
histolégicos distintos: epiderméide (simples), dermoéide (com-
posto) e teratoide (complexo). Os cistos teratdides sdo revesti-
dos por epitélio que varia de escamoso ceratinizado a epitélio
respiratério pseudoestratificado colunar com apéndices dér-
micos na parede do tecido conjuntivo junto com derivados
das trés camadas germinativas (ectoderma, mesoderma e en-
doderme).? No presente relato, foi visualizada a presenga dos
epitélios gastrointestinal e respiratério, justificando a deno-
minacdo coristomas, tdo bem como a presenca dos apéndices
dérmicos.

Com relagdo a etiologia dos cistos derméides e teratéides
em assoalho bucal, a teoria mais aceite é um possivel seques-
tro de tecido ectodérmico em linha média no momento da
fusdo do primeiro arco (mandibular) e segundo arco braquial
(hidide),”*-11 Desta forma, o presente caso esta relacionado a
teoria congénita que ocorreu devido ao aprisionamento das
células dos trés folhetos embrionarios.

O principal diagnéstico diferencial para o caso apresenta-
do foi de cisto do ducto tireoglosso, uma vez que este cisto se
desenvolve abaixo do osso hidide e sdo mais visiveis no pes-
cogo do que no assoalho bucal.’?

Clinicamente, s3o assintomaticos, mas seu lento aumento
pode causar obstrug¢ao com consequente displasia, disfonia e
dispneia As lesdes mais profundas entre os musculos genio-
-hiéideo e milo-hiéideo produzem um aumento de volume no
pescoco, dando origem & aparéncia de ‘queixo duplo’.” Embo-
ra, a paciente sob cuidados da instituigdo fosse assintomatica,
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ortoceratina (magnificagao: 5000 pm); B) Caracteristicas de um cisto teratoide com presenca de epitelio pavimentoso
estratificado ortoceratinizado e estruturas anexas como glandulas sudoriparas (setas) (magnificagdo: 500 pm); C) Maior
detalhamento do epitélio com proeminente camada granulosa e glandulas sebaceas (setas) (magnificagdo: 100 pm); D)
presenca de foliculo piloso (setas) (magnificacdo: 200 pm); E) epitélio pseudoestratificado cilindrico ciliado semelhante
ao epitelio do trato respiratorio, assim como estruturas do endoderma como tecido conjuntivo muscular estriado
esquelético (setas) (magnificacdao: 100 pm); F) Estruturas que lembram as vilosidades do epitélio gastrointestinal (setas)
(magnificagao: 500 pm); G) as células caliciformes do trato gastrointestinal apresentaram marcagao positiva pelo PAS
confirmando o diagnéstico de coristoma (Aumento 20x); H) Detalhes das células caliciformes coradas pelo PAS
(Aumento 40x).




REV PORT ESTOMATOL MED DENT CIR MAXILOFAC .

2020;61(1):38-44 43

Figura 11. Acompanhamento clinico pés operatério de 2
anos. Os tecidos moles do assoalho de boca apresentam
boa cicatrizacdo e auséncia de aumento de volume.

a mae relata dificuldades de succdo, degluticdo e respiracao
durante a amamentacao da filha devido ao aumento de volu-
me em assoalho e, este foi o principal motivo pelo qual optou-
-se pela sua remogdo. Apés a cirurgia a paciente apresentou
significativa melhora em sua degluticao.

A paciente ndo realizou exames de ressonancia magnética
e ecografia porque apenas a tomografia computadorizada era
o exame que tinhamos acesso. Em virtude disso, a paciente foi
submetida a tomografia computadorizada usando a janela
para partes moles para avaliacdo das dimensdes da lesdo. O
laudo tomogréfico foi de lesdo hipodensa bem delimitada, su-
gerindo tratar-se de lesdo cistica e detalhava as distancias em
relagdo a glandula sublingual e nervos da regido. A tomografia
computadorizada é uma ferramenta de diagndstico til des-
crita na literatura e esse recurso também pode ser utilizado
para aferir as dimensdes da lesdo.'

O tratamento compreende excisdo cirdrgica, as lesdes po-
dem ser acedidas por via intraoral ou extraoral dependendo
do tamanho e localizacgao, lesoes pequenas costumam ser re-
movidas por acesso intraoral.” Foi realizado na paciente pun-
cdo aspirativa, a qual evidenciou contelido amarelado, e bidp-
sia incisional, a mesma foi hospitalizada devido a idade e
optou-se por essa estratégia em virtude da maior seguranga
na manipulacdo dos tecidos moles pelo cirurgido. A lesdo foi
tratada por meio de exérese completa por via intraoral sem a
inclusdao de margens de seguranca por se tratar de uma lesao
cistica, com bom prognéstico, indolente e sem potencial de
recidivas e malignizacao.

Recorréncia e transformagdo maligna sdo incomuns, no
entanto, a recidiva pode acontecer caso o revestimento do cis-
to ndo seja completamente removido.’®! No caso em questao,
a lesdo foi completamente removida, ndo apresentando carac-
teristicas de malignidade e encontra-se ha 2 anos sem recidi-
va da lesdo.

Na macroscopia, observa-se que o cisto é encapsulado e
a cavidade cistica contém ceratina. O limen cistico pode
conter material purulento, caseoso, sebdceo, presenca de
pelos, unhas e glébulos de gordura.” No caso em questéo,

constatou-se a presenga de material liquefeito, caseoso,
branco-amarelado, semelhante a ceratina, no interior da ca-
vidade cistica.

Histologicamente, os cistos teratéides sdo caracterizados
por apresentarem uma cavidade cistica revestida por epitélio
que pode variar entre escamoso, gastrico, intestinal, respira-
tério, ciliado e apéndices dérmicos. Pode conter também teci-
do ésseo e muscular, além da cépsula fibrosa. Essas caracte-
risticas histolégicas sdo decorrentes dos folhetos derivados do
endoderma, mesoderma e ectoderma.*'> A paciente em ques-
tdo apresentou lesdo com caracteristicas histolégicas compa-
tiveis com o cisto teratéide.

A coloracdo histoquimica pelo PAS foi realizada para iden-
tificar células caliciformes do trato gastrointestinal que néo
foram inicialmente identificadas pela colora¢do em H&E. Uma
vez que as células da mucosa intestinal contém reservas de
glicosaminoglicanos (carboidratos) que demonstra reagao pelo
PAS.'® A recomendagéo do uso do PAS ou do Alcian Blue no pH
2.5 para identificacdo das células caliciformes do trato gas-
trointestinal apresenta controvérsias na literatura, visto que a
maioria destas células sdo facilmente identificdveis na colo-
racdo H&E de rotina.'®

Concluimos enfatizando a relevancia do correto diagnés-
tico do cisto teratoide para o estabelecimento da conduta ade-
quada, considerando as implicacdes clinicas capazes de com-
prometer as fungdes de sucgao, degluticdo e respiracdo do
individuo afetado.
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