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RELATO DE CASO

RELATO DE LESAO CONGENITA DE TECIDO ADIPOSO RARA EM
RECEM-NASCIDO

MULTIPLE TRICHOEPITHELIOMA IN A CHILD - CASE REVIEW

Nilson Ferreira de Oliveira Neto?, Stéfani Santana?, Luiz Fernando Barbosa de
Paulo3, Adriano Mota Loyola®*, Sérgio Vitorino Cardoso®, Ana Paula Turrioni®.

RESUMO

Introdugdo: Hamartomas sdo crescimentos anormais compostos por diferentes tecidos e
células que sdo geralmente enddgenos ao local onde a lesdo se desenvolve. Ndo possuem
natureza inflamatdria ou neopldsica, apresentam-se com crescimento autolimitante e, na
maioria dos casos, ndo regridem espontaneamente. Hamartomas linguais sdo reportados
raramente e sdo observados de forma isolada. Um achado ainda mais raro, sdo os
hamartomas linguais que possuem predominéncia de tecido lipomatoso (adipdcitos e/ou
lipoblastos). Diante de sua apresentagdo incomum em cavidade oral, o diagndstico
diferencial para lesdes lipomatosas benignas comuns na infancia se faz necessario.
Desenvolvimento: O presente estudo objetivou reportar um caso clinico referente ao
diagnodstico de Hamartoma Lipoblastomatoso (HL) em recém-nascido saudavel (trés meses
de idade, género feminino) a qual foi encaminhada a Universidade Federal de Uberlandia -
Departamento de Odontologia Pedidtrica, apresentando-se com lesdo de crescimento
rapido, localizada na lingua e, de acordo com relato da mae, presente desde o nascimento, e
desta forma, dificultando a amamentagdo. No exame clinico, observou-se lesdo
(aproximadamente 0,5 cm de diametro) localizada no dorso de lingua, pediculada, de
consisténcia mole, superficie lisa e de mesma coloragdo do tecido de inser¢do. Devido a
sucgdo limitada durante a amamentagao e ao crescimento da lesdo, a remogao cirurgica foi
realizada sob anestesia local e o espécime foi encaminhado para realizacdo de analise
histopatoldgica. A associagdo entre os achados clinicos e histopatoldgicos levou ao
diagndstico de Hamartoma lipoblastomatoso. Apds seis meses de acompanhamento, viu-se
que a amamentagdo ocorria de forma adequada e o local da cirurgia completamente
cicatrizado sem sinal de recidiva. Consideragdes finais: O HL deve ser levado em consideragdo
como diagndstico diferencial para tumores com predominancia de tecido adiposo em
criangas com menos de dois anos de idade. A conduta de remogdo cirurgica da lesdo se
mostrou eficaz na resolugdo do caso do presente estudo.

Palavras-chave: Amamentac¢do; Hamartoma; Recém-nascido

ABSTRACT

Introduction: Hamartomas are abnormal growths that are composed of a mixture of tissues
and cells that are usually endogenous to the area in which the lesion develops. These growths
do not have an inflammatory or neoplastic nature, presenting self-limiting growth and most
of them do not regress spontaneously. Lingual hamartomas are rarely reported and usually
exist as isolated clinical cases. Even less common, lingual hamartomas that consist
predominantly of lipomatous tissue (adipocytes and/or lipoblasts). Because its uncommon
presentation in oral tissues, differential diagnosis for lipomatous benign tumor in childhood
and infancy is mandatory. Development: We present a clinical case concerning the diagnosis
of lipoblastomatous hamartoma (LH) in otherwise healthy newborn. The patient (a three-
month old female) was referred to the Federal University of Uberlandia (UFU - Minas Gerais,
Brazil) - Department of Pediatric Dentistry with a rapidly-growing lesion on the tongue, which
according to the mother, was present at birth and hindering breastfeeding. An intra-oral
clinical examination showed a lesion (approximate diameter of 0.5 cm) on the dorsum of the
tongue that was pediculated, soft, smooth, and with a color similar to that of the insertion
tissue. Complete surgical excision and a subsequent biopsy were chosen given that the lesion
was growing and inhibiting breastfeeding. Surgical removal was performed in an outpatient
setting under local anesthesia and the specimen was sent to a laboratory for
histopathological analysis. The association between clinical and histopathological findings led
to a diagnosis of lipoblastomatous hamartoma. Six months of follow-up examinations
showed that breastfeeding was adequate and that the surgery had healed completely with
no sign of lesion recurrence. Final comments: LH should take into consideration as a
differential diagnosis in fat tumors in children under two years old. The removal of the lesion
was shown to be effective in resolving the case.
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INTRODUCAO

A distingdo entre neoplasias benignas e hamartomas nem
sempre é uma tarefa facil. No entanto, a histéria médica e os
achados clinicos e histopatoldgicos atuam auxiliando no
diagndstico da lesdo. As neoplasias costumam se desenvolver
tardiamente, possuem crescimento auténomo e comp&em-se,
frequentemente, de um Unico tecido™. Por outro lado, os
hamartomas sdo lesdes que apresentam aumento de volume e
crescimento autolimitante e assumem assim um carater
congénito, geralmente em regides proximas a linha média do
corpo®@.

Os hamartomas linguais sdo raramente encontrados na
populagdo pediatrica. Geralmente, sdo lesGes assintomaticas,
pequenas, polipdides, nodulares ou pediculadas®?. Os
hamartomas leiomiomatosos sdao os mais comuns na cavidade
oral em relagdo aos demais tipos. Ja aqueles constituidos
predominantemente por tecido adiposo sdo achados ainda
mais raros®?. Devido a sua apresentacdo incomum nos tecidos
orais, o hamartoma composto por tecido lipomatoso
(adipécitos e / ou lipoblastos) ndo é bem conhecido, sendo o
diagnodstico diferencial para tumor benigno lipomatoso na
infancia considerado de grande importancia®”. Os
lipoblastomas, por exemplo, sdo constituidos, principalmente
de células que lembram lipoblastos encontrados no tecido
adiposo embriondrio e que vém sendo descrito em crianga
antes dos trés meses de idade, em duas variantes distintas:
lipoblastoma (localizado) e lipoblastomatose (difuso)®.

O presente estudo teve o intuito de reportar um caso clinico
referente ao diagndstico de hamartoma lipoblastomatoso (HL)
em um bebé sauddvel, assim como realizar uma breve revisdo
da literatura a respeito do tema com énfase no diagnéstico
diferencial e natureza dessa les3do.

DESCRICAO DO CASO

Um bebé saudavel de trés meses de vida, género
feminino, foi encaminhado a Faculdade de Odontologia da
Universidade Federal de Uberlandia (UFU — Minas Gerais,
Brasil) — Departamento de Odontopediatria, devido a presenca
de lesdo localizada em dorso de lingua, e que segundo a mae, a
mesma dificultava a amamentacao.

Os exames e consultas pré-natais foram realizados de forma
adequada. Durante a gestacdo, a mae foi diagnosticada com
hipertireoidismo, diabetes gestacional e anemia. Ao nascer, o
bebé ndo apresentou sinais de andxia, cianose, hemorragia ou
dificuldade de succdo e respiracao.

No exame clinico intra-oral, notou-se lesdo em dorso de lingua
(fig. 1) da mesma coloracdo do tecido de insercdo,
pediculada, de consisténcia mole, superficie lisa, de
aproximadamente 0,5 cm de diametro. Ndo foram observados
sinais de invasdo tecidual, infec¢do ou trauma na regido.
Figura 1: Aspecto inicial e localizagdo da lesdo.
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A remogdo cirurgica foi realizada sob anestesia local
(Alphacaina 2%® Lidocaina com Epinefrinal:100.000). A
hemostasia da regido foi realizada com o uso de gaze e fio de
sutura absorvivel (VICRYL®, Ethicon, Inc., SP, Brasil) e as
orientagdes pos-operatdrias foram repassadas a responsavel.
A andlise histopatoldgica revelou a presenga de vasos
sanguineos, agregados de células com citoplasma claro e
nucleos ovoides. Em alguns ninhos celulares as células
apresentaram citoplasma dilatado, em diferentes dimensdes,

apresentando aspecto de
adipdcitos. O tecido conjuntivo periférico observado era denso,
nao modelado,

mostrando esparsos agregados de adipdcitos. Auséncia de
exsudato
inflamatorio, atipias ou mitoses (fig. 2).

Figura 2:Microscopia do Hamartomalipoblastomatoso. Nota-
se a presenca de agregados celulares compostos por dois
diferentes tipos de células:pequenas células com citoplasma
leitoso de limites irregulares (lipoblastos), e células pequenas
apresentando vacuolo citoplasmatico proeminente o que
lembra adipdcitos maduros. Tais células estdo envolvidas por
uma matriz extracelular fibrosa contendo vasos sanguineos,
fibras nervosas periféricas e musculo esquelético.
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A associagdo entre os achados clinicos e a analise
histopatoldgica levou ao diagndstico final de HL. Apds seis
meses do procedimento cirdrgico, observou-se auséncia de
recidiva (fig. 3) e amamentag¢do ocorrendo de forma normal.
Atualmente, a paciente segue em acompanhamento e
nenhuma anormalidade foi observada.

Figura 3: Aspecto pds-operatério do dorso da lingua seis meses

apds o procedimento cirdrgico.
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DISCUSSAO

Considerando os aspectos clinicos e histopatoldgicos e a
presenca de tecido adiposo na lingua, os autores acreditam que
o presente caso apresentado se refere a uma lesdo de natureza
hamartomatosa, similiar ao que foi descrito por Zalzalet al
(1994)@. Diante do diagndstico incomum, o HL deve ser
considerado como diagndstico diferencial para casos de
tumores pedidtricos em individuos com menos de dois anos de
idade.

No presente caso, o principal achado que diferencia o HL de um
lipoblastoma!”, o qual se trata de uma neoplasia benigna, é a
presenga de células lipoblasticas com aspectos morfoldgicos
benignos, isto é, ndo se observou atipias celulares e alteragGes
displasicas. Além disso, a lesdo apresentada possuia um padrao
de crescimento lobular. Diante da auséncia de crescimento
neopldsico, os agregados de células lipoblasticas foram
interpretados como sendo de desenvolvimento embriondrio.

A  maioria dos hamartomas linguais é encontrada,
frequentemente, em pacientes com menos de dois anos e ha
certa predilecio pelo género masculino®. Horn et al.
(2001)Y avaliaram o diagnéstico de lesdes linguais em
pacientes pediatricos em prontuarios médicos no periodo de
dez anos e puderam notar que, em sua maioria, eram lesdes
sélidas e macroglossias, no entanto, apenas um caso de
hamartoma foi registrado. Kaplan et al. (2015)*? avaliaram 50
diagndsticos de lesGes hamartomatosas em um periodo de 12
anos e puderam inferir que tais lesdes sdo tdo raras quanto
subnotificadas. Essas lesdes sdo encontradas, geralmente, na
linha média da lingua, pois se trata do local de fusdo de

estruturas embrionarias durante o desenvolvimento do
feto(1013,14)

Um estudo sobre lesdes congénitas linguais mostrou que
apenas um dos 18 hamartomas avaliados era composto por
tecido adiposo, onde haviam vasos sanguineos entremeados,
adipdcitos e glandulas salivares®®, similar & descrigdo dos
achados histopatoldgicos da lesdo discutida no presente
estudo. Mesmo diante de seu aspecto benigno, as lesdes
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hamartomatosas com conteddo predominante de tecido
adiposo possuem potencial de crescimento limitado®.
Apresentam-se como lesGes sésseis, assintomaticas e bem
delimitadas, sendo encontradas em locais como pulm&es™,
valvula mitral?? e pancreas®®.

Independentemente de seu comportamento benigno, o HL se
trata de uma lesdao pouco entendida e documentada. Na
literatura, ndo houve relatos a respeito da etiologia dessa lesdo.
Contudo, diante das condigdes da mde durante a gestagdo
(anemia, hipertireoidismo, diabetes gestacional), estudos
futuros poderdo correlacionar tais fatores com o aparecimento
de hamartomas na cavidade oral.

LesGes congénitas na lingua sdo entidades clinicas raras e
podem causar dificuldades na amamentagdo e obstrugdo das
vias aéreas'®. Geralmente, a enuclea¢io da les3o é suficiente
e recidivas ndo sdo relatadas®®). A paciente do presente estudo
ndo amamentava de forma adequada diante da presenga da
lesdo, limitagdo esta, que se resolveu com a remogao cirurgica
da mesma, o que possibilitou que a amamentagdo ocorresse
normalmente.

CONCLUSAO

O HL é uma condig¢do rara e pouco compreendida, mesmo
apresentando comportamento benigno geralmente relatado.
Diante disso, o HL deve ser levado em consideragdo como
diagnodstico diferencial para tumores com predominancia de
tecido adiposo em criangas com menos de dois anos de idade.
A conduta de remogao cirurgica da lesdao se mostrou eficaz na
resolucao do caso do presente estudo.
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