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Bronchogenic cyst in an unusual location
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RESUMO

Este artigo relata o caso de um paciente com cisto broncogénico lingual e apresenta uma breve revisao das discrepancias de
nomenclatura para cistos linguais. Paciente do sexo masculino, 2 anos de idade, foi admitido no ambulatorio de cirurgia pedidtrica
de um hospital universitdrio devido a presenca de uma massa de 2 cm na face dorsal da lingua. O tumor foi excisionado; o laudo
anatomopatologico revelou foregut cyst, subtipo broncogénico. Cistos linguais sdo raros, especialmente quando compativeis com
Jormagoes broncogénicas. Seu processo de patogénese é incerto, e uma das possibilidades ¢é a separacdo de células do intestino
primitivo antes da separacdo entre esofago e traqueia. O tratamento, comumente, consiste em excisdo cirtrgica.

Unitermo: cislto broncogénico; anormalidades congénitas; coristoma.

ABSTRACT

This article reports the case of a patient with lingual bronchogenic cyst and presents a brief review of discrepancies in the nomenclature of
lingual cysts. A 2-year-old male patient was admitted to the pediatric surgery outpatient clinic of a university hospital due to the presence
of a2 cm mass on the dorsal surface of the tongue. The tumor was excised and the anatomopathological report revealed a foregut cyst,
bronchogenic subtype. Lingual cysts are rare, especially when compatible with bronchogenic formations. Their pathogenic process is not
clear; one of the possibilities is the separation of cells from the primitive gut, before the separation between the esophagus and the trachea.
The treatment usually consists of surgical excision.

Key words: bronchogenic cyst; congenital abnormalities; choristoma.

RESUMEN

Este articulo relata el caso de un paciente con quiste broncogénico lingual y presenta una breve revision de las discrepancias de
nomenclatura para quistes linguales. Paciente de sexo masculino, de 2 aios de edad, acudio a cirugia pedidtrica de un hospital
universitario con una masa de 2 cm en la cara dorsal de la lengua. El tumor fue extirpado y el informe anatomopatologico
revelo quiste de duplicacion, subtipo broncogénico. Quistes linguales no son frecuentes, sobre todo cuando concomitantes con
Jormaciones broncogénicas. Su palogénesis es incierta: una de las posibilidades es la separacion de células del intestino primitivo
antes de la separacion entre esdfago y triaquea. El tratamiento, en general, consiste en escision quirtirgica.

Palabras clave: quiste broncogénico; anormalidades congénitas; coristoma.
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INTRODUCAO

Cistos linguais sdo raros; classificam-se, geralmente, pelo tipo
de epitélio que apresentam™. Os tipos mais comuns de epitélio
presentes s30 os do trato gastrointestinal e respiratGrio, podendo
ocorrer a presenca de ambos. Nao hd um consenso sobre a
nomenclatura, e multiplos termos sdo utilizados, como cisto do
remanescente intestinal ou foregut cyst, coristomas linguais,
cisto lingual mediano anterior, entre outros®. Essa variedade
encobre a verdadeira incidéncia desse tipo de lesao, pois dificulta
a busca e a revisdo literdria. O termo cisto de remanescente
do intestino primitivo é o mais usado e compreende os cistos
broncogénicos, os cistos de duplicacio esofigica e os cistos de
duplicacdo entérico. Sua patogénese € incerta, sendo indicada a
possibilidade de derivacio de um broto de células que se separou
do intestino primitivo®. Tal processo explicaria o porqué de haver
apossibilidade de o cisto apresentar tanto epitélio digestivo quanto
respiratorio, uma vez que ambos derivam do intestino anterior.

Neste relato apresentamos um caso de cisto lingual em um
menino de dois anos com histéria de massa em regido anterior
da lingua, desde o nascimento. Apos avaliacdo da lesio por
tomografiacomputadorizada (TC),foi realizadaacirurgiaparaa
excisdo, e o material foi enviado para exame anatomopatoldgico.
0 resultado revelou epitélio respiratério puro, levantando a
hipotese de um cisto do remanescente do intestino primitivo,
subtipo broncogénico, em localizagdo atipica.

DESCRICAO DO CASO

Paciente do sexo masculino, 2 anos de idade, com historia
de tumoracdo no terco médio e anterior da lingua, em face
dorsal, desde o nascimento. Segundo a mée, apresentou variacao
de volume, com aumento e diminuicdo espontineos. A TC
demonstrou imagem cistica e arredondada, de contornos bem
delimitados, sem realce significativo pos-contraste, localizada
na linha média da lingua, medindo cerca de 18 x 15 x 15 mm.
A ultrassonografia (USG) de tireoide revelou presenca de
tireoide topica. Apos excisdo da lesio (Figuras 1-3), o
diagnostico pelo exame em hematoxilina e eosina (HE) foi cisto
broncogénico (Figura 4). Realizou-se a imuno-histoquimica
(THQ) (Figura 5) da peca cirdrgica, que foi positiva para o
marcador citoqueratina 7 (CK7) e negativa para os marcadores
citoqueratina 20 (CK20), S100 e actina de mdsculo liso.
0 diagnostico anatomopatoldgico aliado ao perfil imuno-
-histoquimico foi conclusivo para cisto do remanescente do
intestino primitivo (foregut cyst) de subtipo broncogénico.
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FIGURA 1 — [magem da lesio antes do procedimento

FIGURA 2 — Remogdo cirtirgica da lesido
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FIGURA % — Lingua apos rdfia/sutura da ferida operatoria
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remanescente do intestino primitivo, por derivarem do segmento
anterior do intestino primitivo. As divergéncias na nomenclatura
dificultam a determinacio da incidéncia dessas lesdes, jd que
podem ser chamadas de cisto lingual mediano anterior, cisto
do remanescente do intestino primitivo, cisto heterotopico e
enterocistoma™? ¥, Essas formacdes compreendem dois grupos:
cistos broncogénicos e cistos de duplicagdo intestinal.

0 diagndstico de cisto do remanescente do intestino primitivo
segue trés critérios basicos: ser coberto por uma camada de
musculo liso, conter epitélio derivado do intestino anterior e ser
anexado auma porcao do intestino anterior®. O termo foregut cyst
engloba o cisto broncogénico e os cistos de duplicaco esofagica,
entre outros. O caso relatado apresenta, através da histologia, o
epitélio derivado do intestino anterior do tipo pseudoestratificado
ciliado — respiratorio —, anexado a lingua, preenchendo critérios
suficientes para ser classificado como um cisto do remanescente
do intestino primitivo. As caracteristicas macroscopicas também
sdo condizentes com tal hipotese, tendo em vista que o cisto do
remanescente do intestino primitivo usualmente se apresenta

FIGURA 4 — Corte da lesdo corado em HE

HE: hematoxilina e eosina.

como uma massa cistica, de contornos bem delimitados e bem
circunscritos®, assim como demonstra a TC do paciente.

A subclasse do cisto do remanescente do intestino primitivo €
predominantemente determinada pelo tipo histol6gico encontrado
no cisto, portanto faz-se necessdria a andlise anatomopatoldgica
da peca cirtirgica.

Cisto broncogénico é a nomenclatura que se dd a formagoes
cisticas que contém classicamente epitélio pseudoestratificado
ciliado respiratorio, células caliciformes, células musculares
lisas e tecido cartilaginoso. Sua localizagdo mais comum
€ a parabronquica, podendo ocorrer em qualquer parte da
arvore traqueobronquica. O cisto broncogénico representa
cerca de 60% de todos os cistos mediastinais®. No entanto
ha relatos de cistos broncogénicos em regides atipicas, como
a lingua®. Apesar da auséncia de tecido cartilaginoso, dadas
as caracteristicas histologicas tipicas de epitélio respiratorio, a
subclasse mais apropriada para o caso em questdo € a de cisto
broncogénico.

FIGURA % — Perfil imuno-histoquimico do corte da lesdo

A forma mais conclusiva para determinar o tipo de
epitélio observado é a THQ, sendo possivel detectar marcadores
especificos de determinados tecidos®. No caso apresentado,
a determinacao final do tipo de tecido foi feita pelo estudo de
[HQ. As citoqueratinas sio os principais marcadores para o

DISCUSSAO

Cistos orais do remanescente do intestino primitivo sdo
coristomas congénitos raros, que surgem na cavidade oral durante

o desenvolvimento embrioldgico a partir de remanescentes
epiteliais do intestino anterior®. Na literatura, esses tipos de
lesdes cisticas sao chamados de cistos heterotopicos ou cistos do
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perfil imuno-histoquimico de cistos bucais do remanescente do
intestino primitivo®”. Entre elas, as mais utilizadas sio a CK20
e a CK7. CK20 € encontrada em células da pele e em epitélio
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normal do trato gastrointestinal®. J4 a CK7 é encontrada em
epitélios simples e de transicio e na superficie luminal do
epitélio respiratdrio pseudoestratificado®. No caso apresentado,
a THQ corroborou os achados observados na histologia, com
CK20 negativo e CK7 positivo, resultado tipico de epitélio
respiratorio. Outros marcadores utilizados, inclusive neste
relato, sdo a proteina S100 e a actina de musculo liso. A proteina
S100 € encontrada em células derivadas da crista neural e em
células conjuntivas, como condrécitos®, e pode ser positiva em
cistos broncogénicos; entretanto, no nosso caso, ela foi negativa,
por nao haver tecido cartilaginoso.
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qualidade de vida dos pacientes.
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