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RESUMO

Introducédo: O tumor de Kuttner (TK), também denominado sialodenite esclerosante
cronica (SEC), caracteriza-se como uma lesao inflamatéria cronica fibrosante,
incomum, que acomete predominantemente a glandula submandibular. Sua etiologia
ainda ndo esté determinada. A associacao dessa entidade com sialolitiase pode ser
vista em 30% a 83% dos casos. Clinicamente, esta patologia apresenta
caracteristicas semelhantes a neoplasias malignas de glandulas salivares,
caracterizada por um difuso aumento de volume, consisténcia dura, assintomatico,
crescimento lento, acomete individuos em uma faixa etaria que varia de 13 a 81
anos. Objetivo: Descrever um caso clinico de Sialodenite Esclerosante Cronica, na
glandula submandibular esquerda, diagnosticado em um Centro de Referéncia em
Lesbes Orais, tratado cirurgicamente e sem recidiva por meses. Relato de caso
clinico: Paciente do sexo masculino, 58 anos, apresentou-se a um Servico
hospitalar com queixa de episédios de “inchagco embaixo da lingua, dor, secregéo e
expulsdo de material sélido”. Ao exame extrabucal, observou-se tumefacdo em
regido submandibular esquerda, sensivel a palpacdo, com evolucdo de dois meses.
No exame intrabucal, evidenciou-se lesdo nodular em assoalho bucal esquerdo, de
consisténcia endurecida, medindo aproximadamente 1 cm e presenca de secrecao
purulenta. O exame de ultrassonografia indicou a presenca de processo inflamatério
agudo da glandula submandibular esquerda. Ao exame tomogréafico pré-operatorio,
ficou evidenciada a presenca de imagens hiperdensas em regidao submandibular
esquerda, compativel com diagnostico de calculo salivar. O diagnostico
histopatolégico foi de sialodenite esclerosante cronica associada a sialolitiase
Conclusao: Apesar da semelhanca clinica ser semelhante a uma neoplasia
verdadeira, a SEC tem carater benigno e, quando tratada corretamente, as chances
de recidivas sdo quase nulas.

PALAVRAS-CHAVES: Sialodenite Esclerosante Cronica. Glandulas salivares.
Patologia Bucal.

ABSTRACT

Introduction: Kuttner's tumor (TK), also called chronic sclerosing sialodenitis (CSS),
is characterized as an uncommon chronic fibrous inflammatory lesion that
predominantly affects the submandibular gland. Its etiology is not yet determined.
The association of this entity with sialolithiasis can be seen in 30% to 83% of cases.
Clinically, this pathology has characteristics similar to malignant salivary gland
neoplasms, characterized by a diffuse increase in volume, hard consistency,
asymptomatic, slow growth, affecting individuals in an age group ranging from 13 to
81 years. Objective: to describe a clinical case of Chronic Sclerosing Sialodenitis, in
the left submandibular gland, diagnosed in a Reference Center for Oral Lesions,
surgically treated and without recurrence for months. Clinical case report: A 58-
year-old male patient presented to a hospital service complaining of episodes of
“swelling under the tongue, pain, secretion and expulsion of solid material”. Extraoral
examination revealed swelling in the left submandibular region, sensitive to palpation,
with a two-month evolution. The intraoral examination showed a nodular lesion on



the left oral floor, with a hardened consistency, measuring approximately 1 cm and
the presence of purulent secretion. The ultrasound examination indicated the
presence of an acute inflammatory process in the left submandibular gland. The
preoperative tomographic examination revealed the presence of hyperdense images
in the left submandibular region, compatible with a diagnosis of salivary calculus. The
histopathological diagnosis was chronic sclerosing sialodenitis associated with
sialolithiasis. Conclusion: Despite the clinical similarity being similar to a true

neoplasm, SEC is benign and, when treated correctly, the chances of recurrence are
almost nil.

KEYWORDS: Chronic Sclerosing Sialadenitis. Salivary glands. Pathology Buccal.



1 INTRODUCAO

Os tumores de glandulas salivares representam cerca de 3% de todas as
neoplasias de cabeca e pescoco (MARTINS et al.,, 2019), sendo a sialodenite
esclerosante cronica (SEC) uma apresentacdo rara, caracterizada como uma leséao
inflamatéria crénica fibrosante, que acomete predominantemente a glandula
submandibular (LAKSHMANANS et al., 2019).

A etiologia da SEC ainda ndo esta determinada. A associacdo dessa entidade
com sialolitiase pode ser vista entre 30% a 83% dos casos. Sabe-se que desordens
dasecrecdo glandular, inflamacgéo linfocitaria e reagbes imunes também podem se
relacionar com sua etiopatogénese (LINS et al., 2019; FERNANDES et al., 2020). A
presenca de alguns sialolitos na regido submandibular também podem causam a
obstrucdo do fluxo salivar nas glandulas e consequentemente provocar processos
inflamatorios e fibrosantes, causando a SEC (TANAKA et al., 2015).

Clinicamente, esta patologia apresenta caracteristicas semelhantes a
neoplasias malignas de glandulas salivares, sendo caracterizado por um difuso
aumento de volume, de consisténcia dura, assintomatico, crescimento lento, que
comumente acomete individuos em uma faixa etaria que varia de 13 a 81 anos
(MELZER et al., 2021).

Geralmente se apresenta de forma bilateral e sem qualquer aumento dos
linfonodos (BATISTA et al., 2018). As patologias mais importantes no diagnostico
diferencial incluem: linfoma extranodal da zona marginal (MALT) e outros processos
inflamatorios, como a sindrome de Sjogren e sialadenite linfoepitelial (BATISTA et
al., 2018).

Histologicamente, a SEC €& caracterizada por um infiltrado inflamatério
heterogéneo, condensacdo da secrecao salivar e disposicdo das fibras colagenas
em volta do ducto causando uma aparéncia de “pele de cebola” contendo linfocitos,
atrofia e destruicdo em medidas viraveis dos &cinos, dilatacdo no ducto, alguns

foliculos linfoides e células plasmaticas podem ser observados (LINS, et al., 2019).
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Em razéo de sua apresentacao clinica ser semelhante a algumas neoplasias
e lesdes inflamatérias, ela pode ser dificil de ser diagnosticada (MORAES et al.,
2021). O diagnéstico é feito através de exame histopatoldgico, ja que clinicamente
esta lesdo mostra-se como um aumento de volume na regido da glandula
submandibular, podendo ser diagnosticada como outra neoplasia de glandula salivar
(PUTRA et al., 2016).

O tratamento deve seguir uma abordagem mais conservadora sempre que
possivel, portanto, o melhor método para tratamento da SEC, consiste na remocao
completa da lesdo, ndo sendo necessarios tratamentos adicionais, visto que, se trata
de uma leséao totalmente benigna (MORAES et al., 2021).

Embora clinicamente haja grande similaridade com algumas neoplasias
verdadeiras, essa lesdo constitui uma entidade pouco conhecida por clinicos e
patologistas. Sendo assim, o objetivo deste trabalho foi relatar um caso clinico de
Sialodenite Esclerosante Cronica, na glandula submandibular, diagnosticado em um

Centro de Referéncia em Lesdes Orais.

2 REVISAO DE LITERATURA

A cavidade bucal é uma das regides do corpo humano que podem apresentar
patologias caracerizadas por processos infecciosos, inflamatorios, imunolégicos,
alérgicos, traumaticos ou sistémicos (ABDULLAH et al., 2013; ADACHI et al., 2004).

A SEC caracteriza-se como uma lesdo inflamatéria crénica fibrosante,
incomum, que acomete predominantemente a glandula submandibular. Em razéo de
sua apresentacdo clinica ser semelhante a algumas neoplasias ou lesdes

inflamatorias pode ser dificilmente diagnosticada (LINS et al., 2019).

2.1 ASPECTOS GERAIS DA SIALODENITE ESCLEROSANTE CRONICA

A SEC é uma lesdo que agride as glandulas salivares maiores. Desordens da
secrecao glandular, anormalidades do fluxo salivar, inflamacéo linfocitaria e reagoes
imunes podem estar relacionadas com a etiopatogénese da SEC (ADACHI et al.,

2004). A secrecdo de imunoglobulina 1IgG4 pode estar envolvida na patogénese da
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lesdo (MELZER et al., 2021). Somada a questdo, uma associacdo com sialolitiase
pode ser vista em 30% a 83% dos casos (ADACHI et al., 2004)

O desenvolvimento de célculos decorrentes da deposicdo de minerais no
sistema ductal pode causar uma obstrugcéo parcial ou total de seus ductos (LIMA et
al., 2013). Geralmente é assintomatica, quando a obstru¢cdo ndo € completa, e
apresenta evolucdo lenta, porém a maior parte dos pacientes com sialolitiase
apresentara dor e avanco de volume glandular (NEVILLE et al., 2016).

A etiologia da SEC ainda é desconhecida, mas existem algumas teorias que
tentam mostrar que, o aumento da viscosidade da saliva pode ser decorrente de
diversas condigfes: diminuicdo do fluxo salivar pelo uso de anti- hipertensivos e
antidepressivos, 0 que pode ocasionar na obstrugcdo dos ductos terminais dessa
glandula, bactérias, pela migracdo de restos alimentares para essas areas ou até
mesmo por um corpo estranho da cavidade bucal para o ducto, podendo contribuir
para formacao de sialolitos (PUTRA et al., 2016). Além disso, a redugéo do fluxo
salivar pode até mesmo ser acarretada por diversas condi¢cdes patologicas, incluindo
a sindrome de Sjogren, envelhecimento e radioterapia da regido de cabeca e
pescoco (NEVILLE et al., 2016).

Embora tenha sua etiologia, fisiopatologia e evolug¢édo descrita a mais de um
século, essa entidade clinica ainda é pouco relatada na literatura (MORAES et al.,
2021). A SEC, também denominado de tumor de Kuttner, pode ser encontrado em
pacientes de ambos o0 sexo, podendo atingir uma faixa etaria ampla (entre a terceira
e quarta década de vida), embora possa acometer idosos e raramente criancas
(SOARES et al., 2010).

2.2 ASPECTOS CLINICOS DA SIALODENITE ESCLEROSANTE CRONICA

A SEC pode se apresentar com coloracdo amarela, podendo ser ovais,
redondos ou cilindricos, unilateral ou bilateral, sendo incomum e com grau de
envolvimento glandular variavel (FLORES et.al; 2012). O processo inflamatério
cronico é observado de forma intensa, associado a fibrose do tecido glandular
(MORAES et al., 2021). Os aspectos clinicos da enfermidade caracterizam-se por
aumento de volume difuso, de consisténcia endurecida, assintomatico, na regiao

glandular, semelhante a um crescimento neoplasico (NEVILLE et al., 2016).
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Embora seja assintomatico, os sinais e sintomas produzidos frequentemente
pela glandula afetada, destacam-se: o aumento de volume difuso, edema,
xerostomia, incobmodo ao falar ou deglutir, trismo dependendo da localizagcédo e
extensdo da lesdo, hiperemia, disfagia, e febre (MARCANTE et al., 2017). A
duragdo dos sintomas antes do tratamento é variavel e depende do tamanho da
lesdo. A hip6tese diagnostica em geral é neoplasia de glandula salivar
(LINDENBLATT et al., 2007).

O diagnéstico baseia-se na correlagdo de critérios clinicos, laboratoriais e
histopatolégicos. A partir de andlise histopatolégica da lesédo pode-se observar graus
distintos da sialodenite, sendo ele sialodenite focal, linfocitico difuso, sialodenite com
fibrose glandular e sialodenite com esclerose salivar (MELZER et al.,, 2021). O
diagnostico diferencial incluem outras lesdes benignas, podendo ser sialolito,
linfonodo calcificado, flebdlitos, ou mesmo, tuberculose dos ganglios linfaticos com
calcificagbes vasculares (LIMA et al.,2019).

O SEC pode ser também confundido com toros mandibular, miosite
ossificante e osteoma (SOARES, 2010). Deve-se levar em consideracdo outras
lesbes como parétide epidérmica, neoplasias das glandulas salivares, carcinoma
adenoide cistico, linfoma, calcificacdo de nodulos linfaticos, sialodenite obstrutiva
(ALVES et al., 2014).

2.3 ASPECTOS HISTOPATOLOGICOS DA SIALODENITE ESCLEROSANTE
CRONICA

Quanto aos aspectos histopatologicos, a SEC € caracterizada por foliculo
linfoide, atropia acinar, fibrose periductal e ductos dilatados (UMIT et al., 2015). A
SEC pode ser classificada em quatro estadgios de acordo com seu grau de
inflamacéao e fibrose. O primeiro é caracterizado por inflamacgao local, podendo ter
presenca de linfécitos, com pequena expansdo do ducto e espessamento da
secrecédo produzida.

No segundo, notam-se as manifestacbes descritas acima em maior
guantidade, podendo estar associados a hiperplasia do ducto, atrofia acinar e fibrose
no centro dos l6bulos, e presenca de foliculos linfoides bem dilatados. No terceiro
estagio, verifica-se a diminuicdo do parénquima glandular, metaplasias celulares

presentes no sistema ductal e, fibrose extensiva. Ja no quarto estagio, é provavel a
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destruicdo de quase toda a arquitetura glandular, bem como, a esclerose do tecido
(HAUNG et al., 2002).

No interior do ducto, a SEC apresenta diferentes formatos: fusiforme,
cilindrico ou esférico, e podem provocar obstru¢do da passagem salivar. Bem como
adentro da glandula, os calculos apresentam-se como conjuntos desiguais e
multifacetados, estabelecendo a terapéutica de exérese glandular (LIMA et al.,
2013).

E importante destacar que suas caracteristicas histopatologicas levam o ao
diagnostico diferencial com tumores fibroblasticos, linfoma esclerosante, neoplasias
de glandulas salivares, sialolitiases, sialoadenite aguda, pseudotumor inflamatério,
sialometaplasia esclerosante, e lesdes infoepiteliais benignas, o que torna
imprescindivel o conhecimento acerca de seus aspectos histopatolégicos para que

alcance um diagnostico preciso (LINS et al., 2019).

2.4 TRATAMENTO DA SIALODENITE ESCLEROSANTE CRONICA

Para tratamento da SEC, o melhor método consiste na remocédo completa da
lesdo, se a massa for assintomatica e houver evidencias suficientes de que seja uma
lesdo benigna, ndo sendo necessaria nenhuma medida adicional de tratamento
(HUANG et al., 2002).

O tratamento deve ser realizado de acordo com as caracteristicas
apresentadas da patologia, podendo alternar desde a prescricdo da terapéutica
medicamentosa, especifico para cada caso. Em alguns casos, devido a sua
extensdo, € necessaria excisdo cirdrgica da lesdo e glandula (MARCANTE et al.,
2017). Porém, essa conduta terapéutica € considerada invasiva e apresenta maiores
riscos, como o de lesionar o nervo facial (MARTINS et al., 2019).

No estudo de Soares et al. (2010) houve relato de que existem tratamentos
conservadores capazes de eliminar a SEC sem emprego de procedimentos
cirargicos, como por exemplo, a mudanca de temperatura dos tecidos circunvizinhos
por meio de radiofrequéncia ou fisioterapias do calor, massagem glandular,
cateterismo e dilatacdo do ducto glandular, além do uso de sialogogos para
estimular a producao de saliva.

Fazer acompanhamento clinico semestral, para avaliar algum sinal ou

sintoma de recidiva na regido do tratamento. Embora haja grande similaridade clinica
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com algumas neoplasias verdadeiras, a SEC tem caréater benigno e, quando tratada

corretamente, as chances de recidivas sado quase nulas (CHOW et al., 2008).

3 RELATO DE CASO

Paciente C.G.S, sexo masculino, 58 anos de idade, procurou um servico de
Centro de Referéncia em Lesdes Orais (CRLB), com queixa de episédios de
‘inchago embaixo da lingua, dor, secrecéo e expulsdo de material sélido” alegando

dor em regido submandibular esquerda.

No exame extrabucal, observou-se tumefacdo em regido submandibular
esquerda, sensivel a palpacdo, com evolucdo de dois meses. No exame intrabucal,
evidenciou-se lesdo nodular em assoalho bucal esquerdo, de consisténcia

endurecida, medindo aproximadamente 1 cm e presenca de secrecéao purulenta.

O exame de ultrassonografia indicou a presenca processo inflamatério agudo

da glandula submandibular esquerda (Figura 1).

Figura 1 - Exame de ultrassonografia pré-operatoria.
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Ao exame tomografico pré-operatorio, ficou evidenciada a presenca de
imagens hiperdensas e bem delimitada em regido submandibular esquerda,

compativel com diagndstico de célculo salivar (Figura 2).

Figura 2 - Corte tomografico axial apresentando sialolito na regido da glandula submandibular
esquerda.

O paciente foi submetido a biopsia excisional (Figura 3).

Figura 3 - Aspecto macroscopico da leséo.
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O exame histopatologico corados em hematoxilina e eosina (HE) revelou
presenca de parénquima glandular de areas de destruicdo e atrofia acinar,
associados a fibrose periductal, em meio a um intenso e difuso infiltrado inflamatério
predominantemente linfocitario, com ocasionais formagfes de foliculos linfoides
(Figura 5). Notam-se também alguns adipdcitos e tecido neural e vascular com
padrées de normalidade. O diagndstico histopatolégico foi de sialodenite

esclerosante cronica associada a sialolitiase.

i ;/ 5 2
Figura 4 - Parénquima glandular com areas de atrofia e destrui¢do acinar,
fibrose periductal, em meio a um intenso e difuso infiltrato inflamatério predominantemente linfocitario,
acasionalmente acompanhado pela formacéo de foliculos linfo. Arquitetura lobular preservada (HE,

100x e HE 200x).

O paciente evoluiu sem complicacdes no pds-operatorio e encontra-se sob

proservacao de dez meses sem sinais de recidiva da lesao (Figura 5).

Figura 5 - Proservacgéo apés 10 meses da remocéo cirdrgica.
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4 DISCUSSAO

A SEC pode ocorrer em qualquer glandula salivar, porém, ha uma predilecdo
maior pela submandibular. Varias teorias foram propostas para justiicar sua
etiologia, porém, até o momento ndo foi estabelecido uma causa exata. Contudo,
acredita-se, que desordens da secrecdo glandular, inflamacéo linfocitaria e reacdes
imunes também podem se relacionar com sua etiopatogénese (LINS et al., 2019;
FERNANDES et al., 2020).

A SEC pode suceder em qualquer glandula salivar, no entanto, existe uma
predilecdo maior pela glandula submandibular, vista em 80% dos casos quando
comparada a glandula parétida 15% e sublingual 5% (LIMA et al., 2013). Isso pode
ser explicado pelo fato desta apresentar sialolitiase, caracterizada por
mineraliza¢des (sialolitos) no parénquima glandular ou nos ductos MARTINS et al.,
2019).

Sabe-se que, pelo fato de sua apresentacdo clinica ser semelhante a
neoplasias verdadeiras que acometem glandulas salivares, a SEC é uma condicao
inflamatoria cronica e tende ser subnotificada, devido a poucos casos descritos na
literatura. A SEC pode ocorrer em qualquer faixa etaria de idade, embora seja mais
comum em adultos acima dos 40 anos, tendo uma predilecdo pelo género masculino
(MARCANTE et al., 2017).

Um estudo de caso clinico apresentado por Peuraharju et al., (2020) feito
entre os anos 2000 e 2017, mostrou que 51 pacientes diagnosticados com SEC
foram submetidos a resseccdo da glandula submandibular, onde 19 pacientes
apresentaram um sialdlito associado a uma leséo de glandula salivar.

No relato, o paciente apresentou-se com sintomatologia dolorosa na regiao
submandibular esquerda, com aumento de volume, consisténcia firme e difusa na
regido mandibular. Ao exame clinico inicial, foi observada a saida de secrecdo de
contetdo seropurulento, levantando a hipotese diagnostica de presenca de infeccéo
local. Simultaneamente com os achados clinicos descritos no relato de caso como
dor e edema na regido da glandula submandibular, o quadro de SEC associado a
presenca de calculo salivar foi considerado.

Os exames de imagens complementares de escolha foram exame de
ultrassonografia onde apresentou imagens compativeis a presenca de processo

inflamatoério agudo da glandula submandibular esquerda, com evidéncias da
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obstrugdo ductal e de sialolitos no interior dos ductos glandulares, e exame
tomografico, ficando evidente a presenca de imagens hiperdensas, bem delimitadas
em regido submandibular esquerda, compativel com diagndstico de célculo salivar.

Os exames de imagem tomograficos para diagndéstico é bem indicado, com
uma taxa de sucesso de 90%, pois proporcionam parametros importantes quanto a
sua localizacdo e extensdo do comprometimento glandular. Por outro lado, para a
realizacdo do diagnéstico € indispenséavel a realizacdo de exame histopatoldgico,
pois as caracteristicas histopatologicas se sobrepdem ao diagnostico diferencial de
outras lesdes glandulares (MARCANTE et al., 2017).

No caso apresentado observa-se ao exame histopatolégico a presenca de
todos os achados dos estagios descritos por Lins et al., (2019), sobressaindo o
estagio 3, compativel com o tempo de evolucdo da lesdo descrito pelo paciente.
Voltando ao relato, o paciente nao relatou historico de trauma ou presenca tumoral
adjacente a regido afetada, o que nos leva a crer que o quadro inflamatorio pode ter
sido ocasionado por um processo infeccioso ndo tratado antes.

No tratamento da SEC deve se levar em consideracdo os aspectos de
guantidades, tamanho, localizacdo e condicdo sistémica do paciente e da glandula
envolvida (MARCANTE et al., 2017). Baseado nesses aspectos pode-se tracar o
tratamento mais apropriado. Para 0 caso em questdo, o tratamento de escolha foi
remocao cirurgica da leséo associado a remocao da glandula afetada.

A biopsia é fundamental para descartar outras patologias de glandula salivar,
principalmente lesdes potencialmente malignas (MORAES, et al., 2021). A peca
cirargica foi enviada para o laboratorio de histopatolégico oral, e o descritivo
histolégico foi de sialodenite esclerosante crénica associada a sialolitiase.

Segundo Soares (2010), deve-se optar por tratamentos com abordagem mais
conservadora sempre que possivel, tais como, a mudanca de temperatura dos
tecidos circunvizinhos por meio de radiofrequéncia ou fisioterapias do calor,
massagem glandular, cateterismo e dilatacdo do ducto glandular, além do uso de
sialogogos para estimular a producéo de saliva e, caso as condutas conservadoras
nao sejam bem-sucedidas, opta-se em ultimo caso pela completa excisdo da
glandula afetada. Neste presente caso clinico, realizou-se remocado completa da
lesdo e glandula.

Pesquisadores relatam que o tratamento de escolha consiste na remogao

completa da lesédo, ndo sendo necessarios tratamentos adicionais, visto, que se trata
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de uma leséo totalmente benigna (MORAES et al., 2021). Porém, essa conduta
terapéutica é considerada invasiva e apresenta maiores riscos, como o de lesionar o
nervo facial (MARTINS et al., 2019).

O diagnostico diferencial deve ser realizado considerando outras lesfes
glandulares como parétide epidérmica, neoplasias das glandulas salivares,
carcinoma adenoide cistico, linfoma, calcificacdo de nodulos linfaticos, sialodenite
obstrutiva (ALVES et al., 2014). O prognéstico do tratamento cirdrgico € favoravel e
0 acompanhamento € imprescindivel para descoberta de possivel recidiva da
sintomatologia. O caso reportado encontra-se em proservacao apés 10 anos da
remocéo cirargica (MORAES et al., 2020).

5 CONCLUSAO

A SEC em glandula submandibular consiste em uma lesdo inflamatoria,
relativamente incomum e, constitui uma entidade pouco conhecida por clinicos e
patologistas, em virtude do pequeno numero de casos publicados. Apesar da
semelhanca clinica com uma neoplasia verdadeira, a SEC tem carater benigno e,
guando tratada corretamente, as chances de recidivas sdo minimas. O paciente
evoluiu bem, no pos-operatorio imediato, levando-nos a acreditar que o tratamento
de escolha foi correto, jA& que obtivemos um bom prognéstico. Quando as
sintomatologias clinicas se fazem presentes o tratamento cirirgico € considerado a
primeira escolha, porém é necessario o conhecimento de suas caracteristicas
histopatoldgicas para o estabelecimento do diagndstico, ja que existem outras

patologias que fazem diagnadstico diferencial com a SEC.
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