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RESUMO

Objetivo: Relatar um caso incomum de pélipo piloso (PP) oral
e revisar a literatura para trazer informacoes epidemioldgicas,
clinicas e histopatoldgicas acerca da doenca.

Descri¢do do caso: Paciente do sexo masculino, 12 anos de idade,
encaminhado ao Departamento de Estomatologia com nédulo na
regido posterior de linha média da lingua. O paciente ndo soube
relatar quando surgiu a lesdo e se ela havia crescido desde entao.
O exame clinico revelou massa pedunculada, volumosa e mével no
dorso da lingua, medindo aproximadamente 1,0 cm de didmetro.
A mae do paciente relatou que ele nunca havia tido nenhum
problema de satde anterior. Foi realizada bidpsia excisional e o
material foi enviado para anélise anatomopatoldgica, sendo os
achados compativeis com o diagnéstico de PP.

Comentarios: O pélipo piloso é uma lesdo rara, especialmente
na regiao oral. A pesquisa bibliografica revelou apenas dez
relatos de casos de PP oral, publicados entre janeiro de 1999 e
janeiro de 2019, sendo observada predominancia da doenca em
recém-nascidos do sexo feminino. Dois fatos incomuns ocorreram
neste caso: tratava-se de um paciente do sexo masculino e o
diagndstico se deu aos 12 anos de idade.

Palavras-chave: Cisto dermoide; Medicina bucal; Patologia
bucal; Pediatria.

ABSTRACT

Objective: To report an unusual case of oral hairy polyp (HP)
and review the literature, providing epidemiological, clinical and
histopathological information on this disease.

Case description: A 12-year-old male patient was referred to a
Stomatology department with a nodule in the posterior midline
of the tongue. The patient did not know exactly when it arose or
whether it had grown since then. Clinical exam revealed a bulky
and mobile pedunculated mass lesion on the dorsum of the
tongue, with a diameter of approximately 1 cm. The patient’s
mother reported no previous health problem. An excisional
biopsy was performed, the surgical specimen was sent for
anatomopathological analysis, and the findings were compatible
with the diagnosis of HP.

Comments: Hairy polyp is a rare lesion, especially in the oral
region. The literature search revealed only 10 case reports of
oral HP published between January 1999 and January 2019, and
they revealed a predominance of the disease in female newborns.
Two uncommon facts were presented in this case: the patient
was male and diagnosis was made at 12 years old.
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Polipo piloso oral em um adolescentfe

INTRODUCAO

Tumores congénitos da cavidade oral sio manifestacdes raras,
frequentemente diagnosticadas nos primeiros anos de vida.
Um deles é o pélipo piloso (PP), uma lesao benigna composta
por massas pedunculadas de origem mesodérmica e ectodér-
mica, geralmente da nasofaringe ou orofaringe, e coberta por
pele com glandulas sebdceas e pelos.

As manifestagées clinicas do PP dependem de sua localiza-
¢do e tamanho, mas comumente causam sintomas respiratérios
e dificuldades de alimentacdo.? PPs podem ser diagnosticados
por meio de exames clinicos, andlise histopatolégica da massa
e exames de imagem, incluindo tomografia computadorizada
e ressonincia magnética.’* Sdo tratados com excisio completa
da massa, sem necessidade de tratamentos complementares.'

O presente trabalho ¢ o relato de um caso clinico de um
paciente de 12 anos, sexo masculino, com PP em cavidade oral,
cujo diagndstico foi confirmado pela andlise anatomopatolé-
gica da peca cirtrgica. Também apresentamos uma revisio da

literatura sobre as caracteristicas comuns desta lesao.

DESCRICAO DO CASO

O paciente foi levado para o Servico de Estomatologia, onde
foi realizado exame clinico e bidpsia. O material cirtirgico foi
encaminhado ao servigo de patologia, onde foi total e rotinei-

ramente processado para inclusio em parafina e coloragio com

hematoxilina e eosina (H&E). Este relato de caso foi aprovado
pelo conselho de revisdo institucional.

O paciente do sexo masculino, 12 anos, foi encaminhado ao
Servigo de Estomatologia por ter notado um nddulo na linha
média posterior da lingua durante autoexame, embora nio sou-
besse exatamente quando tinha surgido ou se havia crescido
desde entao. O exame clinico revelou massa volumosa e mével
pedunculada no dorso da lingua, com didmetro de aproximada-
mente 1 cm, deslocada para a parte posterior da cavidade oral,
em {ntimo contato com a regido orofaringea, de cor e textura
semelhantes & mucosa adjacente. A mie do paciente relatou
que ele nunca tinha tido problemas de sadde anteriormente.

A lesdo foi excisada sob anestesia local sem complicacoes.
A pega cirtirgica foi enviada para anilise anatomopatolégica
supervisionada por patologista oral. A andlise microscépica
revelou lesdo polipoide recoberta por epitélio escamoso estra-
tificado queratinizado, contendo recortes em toda a sua exten-
sdo que sugeriam a formagio de anexos cutineos e a presenga
de diversos tecidos, incluindo glandulas salivares seromucino-
sas, tecido cartilaginoso, hiperplasia linfoide, tecido muscular
e adiposo. Todos os tecidos estavam maduros e sem grau de
atipia (Figura 1). Os achados histopatolégicos foram compa-
tiveis com o diagnéstico de PP O pés-operatério transcorreu
sem complicacoes e o paciente foi acompanhado por 18 meses,
nao apresentando sinais clinicos de recidiva tumoral. O relato
deste caso foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa sob

Figura 1 (A) Lesdo polipoide com cisto ortoqueratinizado (4x aumentado). (B) Epitélio escamoso estratificado
queratinizado com indentacdes que sugerem a formacdo de anexos cutdneos e proliferacdo de diversos tecidos
(10x aumentado). (C) Proliferacdo de tecido conjuntivo que permeia dreas de glandulas e lipidios (20x aumentado).
(D) Matriz hialina e condroblastos compativeis com tecido cartilaginoso e adipécitos permeaveis (40x aumentado).
(E) Tecido linfoide ativo. (F) Glandulas salivares serosas e mucosas de aspecto normal (20x aumentado).
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protocolo 2.283.697 em 19 de setembro de 2017 (Universidade
Federal de Goiis).

DISCUSSAO

Uma revisao da literatura foi realizada a fim de levantar rela-
tos de casos publicados entre janeiro de 1999 e janeiro de
2019 que se concentraram apenas na regiao oral. Dessa forma,
nio foram considerados artigos que apresentassem relatos
de casos de PPs nas regides da nasofaringe e orofaringe.
Foram incluidos apenas os casos de lesdes bigerminais (de ori-
gem ectodérmica e mesodérmica) semelhantes & descricio
cldssica de PP/cisto dermoide apresentada na classificagio
de Arnold’® (Tabela 1).

A busca foi realizada nas bases de dados PubMed, Centro
Latino-Americano e do Caribe de Informagio em Ciéncias da
Satde (BIREME) e Scientific Electronic Library Online (SciELO)
por meio do pareamento dos descritores “hairy polyp” e “der-
moid cyst” com “mouth” e “oral”, usando o conector “AND”.

Do total de 1.661 artigos encontrados na busca inicial, dois
autores diferentes selecionaram independentemente as publica-
¢6es originais em inglés que apresentavam relatos de casos de
PP humano na cavidade oral, excluindo duplicatas. Além disso,
as referéncias bibliogréficas foram verificadas para que fossem
adicionados os relatos ndo encontrados na busca inicial, mas
que se enquadrassem nos critérios de inclusio. As discordincias
entre os avaliadores foram resolvidas por um terceiro investi-
gador durante o processo de selecio.

Nove artigos foram incluidos nesta revisao. O processo de
selecio e os resultados da busca estao descritos no fluxograma
da Figura 2. Para as séries de casos, foram incluidos apenas os
casos que atenderam aos critérios de inclusio. Apds a leitura

dos artigos na integra e identificacio dos casos apresentados,

Tabela 1 Taxonomia de lesdes germinativas de Arnold*.

Descri¢ao

Classificacao

Dermoides Derivado das camadas germinativas
(incluindo epidérmicas e mesodérmicas. Tecido
pélipos pilosos) | adiposo € predominante na matriz.
. Tecido pouco diferenciado derivado
Teratoides - S
das trés camadas germinativas.
Tecido mais diferenciado com
Teratomas origem trigeminal. As estruturas
organoides podem ser identificadas
histologicamente.
s Feto parasita com camada trigeminal e
Epignatico - . .
geralmente incompativel com a vida

*Adaptado de Ibrahim et al.®

dez casos de PP na regido oral foram escolhidos para andlise
no presente estudo.

Dois autores extrairam e avaliaram independentemente
as seguintes informagées: sobrenome do primeiro autor, sexo
e idade do paciente, localizagio da lesdo, sintomas, acha-
dos histopatoldgicos e outros, e complicagoes associadas.
Quando informagées incompativeis foram extraidas pelos dois
autores, um terceiro autor realizou a andlise para garantir a
integridade dos dados.

Os casos de PP sdo raros, e as lesoes geralmente se localizam

na nasofaringe ou palato mole e s3o identificadas nos primeiros
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Figura 2 Fluxograma de pesquisa na literatura.
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anos de vida.*” A incidéncia de PP é seis vezes maior em mulhe-
res.>®” Quatro em dez casos de PP oral relatado na presente
revisio ocorreram em homens (Tabela 2).!%!2 Embora as les6es
sejam frequentemente diagnosticadas precocemente, alguns
casos sio diagnosticados tardiamente devido a auséncia de sin-
tomas,'? como o aqui relatado.

Este estudo relata um caso incomum de PP oral em paciente
do sexo masculino, 12 anos, localizado na regido posterior do
dorso da lingua, um dos locais mais raros de ocorréncia desse
tipo de lesdo.? Os sintomas do PP dependem de sua localizagio
e tamanho, mas como ¢ uma malformagio congénita associada
3 obstrugio das vias aéreas superiores, pode causar dificuldade
respiratéria, episédios de engasgo, cianose e dificuldades de ali-
mentagio.®” PPs também podem ser assintomdticos e, na maio-
ria das vezes, sio completamente resolvidos apds a cirurgia.'>"
A presente revisao descreve trés casos de PP em lingua,*!*! dois

2,11

casos assintomdticos™!! e trés casos sem relato da presenca ou

auséncia de sintomas.!*!2!4

Vale ressaltar que a maioria das lesées s3o tnicas e unilate-
rais,®’ e ocorrem 6,5 vezes mais no lado esquerdo."*” A lesio
aqui descrita era Ginica, pedunculada e localizada na linha média
da lingua,” o que simplificou a sua excisdo sem a necessidade
de exames de imagem pré-operatdrios.”? Existem alguns casos
relatados de lesdes multiplas em recém-nascidos e adultos, mas
sdo consideradas raras.” A presente revisdo relata apenas um
caso de PP bilateral."

Embora os PPs sejam considerados lesoes raras, principal-

mente na cavidade oral, s3o os tumores benignos congénitos

mais comuns da regido naso-orofaringea.®”'? A lesio nao pode
ser detectada em estdgios iniciais devido ao seu tamanho, loca-
lizagao e auséncia de sintomas, sugerindo que possa ser sub-
diagnosticada ou diagnosticada ao acaso durante exames de
rotina.'® A lesio aqui relatada foi isolada, nio associada a alte-
ragio congénita ou predisposicio genética, como na maioria
dos casos relatados na literatura.>'? Porém, estudos tém asso-
ciado o PP a outras anomalias congénitas, como bifurcagio de
lingua, fenda palatina, agenesia de orelha externa, anquiloglos-
sia, entre outras. !>!6

Nenhuma teoria explica a origem exata do PP, mas alguns
autores sugerem que esté relacionado a malformacoes do pri-
meiro e segundo arcos branquiais, tuba auditiva e/ou orelha
média.”"” Durante o desenvolvimento embriondrio, a endoderme
do primeiro arco branquial se expande para o ouvido médio
com células mesenquimais da crista neural. Em seguida, o tubo
do ouvido estimula as células mesenquimais a se transformarem
no epitélio que reveste a metade superior do ouvido médio,
enquanto o mesoderma se expande para o ouvido médio para
revestir sua metade inferior. Essas células podem se transfor-
mar em um PP se sua diferenciacio for interrompida e, assim,
elas se estabelecem no ouvido médio, na tuba auditiva ou ao
longo de qualquer parte dos arcos branquiais’.

A classificagio dos PPs varia devido as dificuldades de defi-
ni¢io das leses. O diagnéstico diferencial de PP inclui tera-
toma benigno, cisto dermoide e coristoma.®'” Sdo compostos
exclusivamente por elementos dos folhetos embriondrios ecto-

6,7,18

dérmicos e mesodérmicos®”'® e diferem do teratoma por este

Tabela 2 Epidemiologia e achados clinicos dos pélipos pilosos da cavidade oral relatados nos Ultimos 20 anos

(Jane|ro de 1999 a agosto de 2019).

Tarig et al." Masc./12 anos Palato mole e duro N&o reportado
Tarig et al.™ Masc./1 més Labio inferior N3o reportado
Desai et al.2 Fem,/6 meses Linha média do palato duro, prevalente no lado Assintomatico

esquerdo

Puricelli et al.# Fem./3 meses

Linha média anterior do dorso da lingua, a uma
distancia quase igual entre o apice da lingua e
o forame ceco

Dificuldade para engolir e respirar,
associada a tosse e vomito

Yilmaz et al.! Fem./2 meses Lado direito do palato mole Dificuldade para respirar
Herlin et al.™ Masc./47 anos | Superficie profunda do labio superior, bilateral Assintomatico
Gokul et al.” Fem./8 meses Palato duro, prevalente no lado esquerdo Regurgitacdo nasal, dificuldade

para se alimentar

Erdogan et al.™ Fem./40 dias

Lingua, lateral

Ndo reportado

Kiroglu et al.?® Fem./1 dia

Linha média do palato duro

Dificuldade para se alimentar

Mahmood et al.’ | Masc./35 anos

Linha média do dorso da lingua

Descarga de material
amarelo-acinzentado

Rev Paul Pediatr. 2020;38:€2020143
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Tabela 3 Achados histopatoldgicos dos pélipos pilosos da cavidade oral relatados nos Gltimos 20 anos (de janeiro

de 1999 a agosto de 2019).

Achados histopatolégicos

Coberto por epitélio escamoso pseudoestratificado queratinizado; anexos da pele e glandulas

Tarig et al'? !
seromucinosas
Tarig et al.2 Coberto por epitélio escamoso pseudoestratificado queratinizado; anexos da pele, tecido adiposo,
q ) cartilagem e osso maduro
Desai et al.? Foliculos capilares imaturos; glandulas sebaceas e sudoriparas no tecido conjuntivo fibroso

Puricelli et al.* A .
glandulas salivares

Epitélio escamoso queratinizado contendo tecido conjuntivo e adiposo, misculo liso e estriado e

Tecido fibroso e adiposo, glandulas seromucinosas, foliculos pilosos, glandulas sebaceas e sudoriparas

H 1
Vilmaz et al. écrinas, epitélio escamoso estratificado queratinizado
Herlin et al." Aspecto compativel com cisto dermoide (tecidos dérmicos e epidérmicos)
Gokul et al'3 Epitélio escamoso paraqueratinizado, foliculos pilosos, glandulas sebaceas e sudoriparas em estroma

fibroso; tecido adiposo

14
Erdogan et al. e cartilagem

Epitélio escamoso estratificado, tecido adiposo, mdsculo, anexos da pele, glandulas salivares menores

Kiroglu et al."™

Epitélio escamoso queratinizado, gldndulas pilossebaceas, tecido adiposo e conjuntivo

Mahmood et al.”

Epitélio escamoso estratificado, gldndulas sebaceas, gldndulas apdcrinas e cartilagem

tltimo apresentar lesdes trigeminais (ectoderma, mesoderma
e endoderme) com graus variados de diferenciagio.'® Tanto os
PPs quanto os cistos dermoides apresentam camadas germi-
nativas ectodérmicas e mesodérmicas, com presenca de cistos
e epitélio queratinizado; entretanto, os cistos dermoides apre-
sentam predominantemente a camada mesoderme.’ Esse ¢ o
critério de classificacdo mais préximo com base na sua morfo-
logia e origem. Um coristoma ¢ geralmente composto por um
tecido normal e maduro localizado em uma regido anatomi-
camente diferente."'®

A andlise histopatolégica revelou estruturas histolégicas
mesodérmicas e ectodérmicas geralmente encontradas em lesées
de PP, corroborando relatos da literatura:*”'® hiperplasia lin-
foide e uma variedade de tecidos maduros como cartilagem,
tecido muscular e adiposo, cisto ortoqueratinizado, glindulas
salivares seromucinosas, ¢ as indentagées sugeriram a formagio
de anexos cutineos (Tabela 3).

Os PPs nao tém potencial maligno e sdo tratados por exci-
sao total da lesio."”?° H4 baixa probabilidade de recorréncia
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