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Resumo

Os linfangiomas sao tumores benignos de vasos linfati-
cos que afetam geralmente a cabeca e o pescogo. Esses
podem ter origem congénita ou constituir les6es que se
desenvolvem ao longo da vida, acometendo sobretudo
criangas. Podem ser tratados cirurgicamente, por subs-
tancias esclerosantes ou por meio de radioterapia, no
entanto, sua recidiva acontece entre 10% e 40% dos
casos. Materiais e método: o objetivo deste estudo foi
realizar uma pesquisa epidemioldgica dos casos de lin-
fangioma registrados nos laboratérios de Patologia do
Instituto de Ciéncias Bioldgicas da Universidade de Pas-
so Fundo (ICB/UPF) e do Hospital Sao Vicente de Paulo
de Passo Fundo/RS (HSVP) desde o ano 1987 até 2012.
Resultados: ao todo, foram catalogados 78 casos de lin-
fangioma. Desses, 69 acometeram a regido de cabeca
e de pescoco (88%) e os demais estavam localizados
em intestino, bago, costelas, membros superiores, peito
e axila, sendo a primeira década de vida a faixa etaria
mais acometida. O aumento de volume local foi o sinal
mais observado. Apos a aplicagao do teste qui-quadrado
a 5% de significancia, notou-se haver relacdo entre o
género dos pacientes e a localizagao dos linfangiomas
(p=0,0003). Conclusao: verificou-se que os homens, na
primeira década de vida, foram os mais acometidos.
Houve relacdo entre sexo e localizacdo, sendo mais co-
muns os linfangiomas de cranio em pacientes do sexo
masculino. Além disso, nos linfangiomas estudados foi
observada a presenca de infecgcdo local e o tratamento
foi realizado por meio de cirurgia.

Palavras-chave: Linfangioma. Hamartomas. Tumores
dos vasos linfaticos. Higroma cistico.

Introducao

Os linfangiomas sdo tumores hamartomatosos
benignos dos vasos linfaticos. Seu desenvolvimento
resulta do sequestro de por¢oes de origem linfatica
embriogénica primitiva que nunca se anastomosam
eficientemente com canais linfaticos maiores'. O
mais provavel é que sejam ma formagoes do desen-
volvimento e ndo neoplasmas verdadeiros. Podem
ser chamados de linfangiomas, higroma cistico, lin-
fangioma circunscrito ou linfangiomatose?.

No interior da lesdo, encontra-se liquido linfati-
co rico em proteinas3. O endotélio delimitante fino
é tipico?, apresentando vasos linfaticos dilatados de
diferentes tamanhos, revestidos por endotélio acha-
tado sem a presenca de capsulal?.

Os linfangiomas tém acentuada predile¢cdo por
cabeca e pescogo (cerca de 50 a 70% de todos os ca-
sos?), seguidos pelas extremidades, tronco e abdo-
men!, embora possam aparecer em qualquer local
do sistema linfatico em desenvolvimento*, sendo
sua origem embriolégica controversa’®.

Aproximadamente, metade de todas as lesdes é
observada ao nascimento e 90% se desenvolvem por
volta dos dois anos de idade?. Cerca de 4% de todos
os tumores vasculares e 25% dos tumores benignos
que afetam criancas sdo linfangiomas®. A ocorréncia
em adultos é pouco frequente e ndo possuem predi-
lecdo por raca ou sexo*’.
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Apresentam-se clinicamente como tumefacoes
nodulares e indolores, geralmente de localizacéo
superficial. Linfangiomas de lingua apresentam-se
com superficie pedregosa e irregular, semelhante
a um grupo de vesiculas translucentes ou a uma
massa submucosa, nos casos em que S0 mais pro-
fundos. Seu aspecto superficial é comparado a “ovos
de ra” ou “aglomerado de vesiculas translicidas™.
Devido ao denso tecido conjuntivo e a presenca de
musculos esqueléticos, essas lesées, em boca, néo
tém grande expansio®. Linfangiomas cervicais sdo
mais comumente encontrados no tridngulo poste-
rior, como massas amolecidas flutuantes. No tridn-
gulo anterior, ocorrem menos comumente, porém,
nessa localizacdo podem resultar em dificuldades
respiratérias ou disfagia, quando atingem grandes
tamanhos? Descritos como lesdes normalmente
assintomadticas, tornam-se evidentes como massas
cisticas, indolores, aderidas aos planos profundos
ou flutuantes, recobertas por pele normal e de cres-
cimento lento!®. Os higromas cisticos de grandes
proporgdes podem envolver toda a regido cervical,
a face e outras estruturas, incluindo o mediastino,
podendo estar associados a hidropsia e linfangioma-
tose difusa!l. A deformidade estética é o principal
sinal dessa anomaliaZ.

Apesar dos linfangiomas terem tendéncia a in-
vadir outros tecidos, eles ndo tém potencial de ma-
lignizacdo*. Quando isolados, o prognéstico é bom,
porém, quando detectados intra-uterinamente, tor-
na-se importante a realizacio do cariétipo fetal, por
poderem estar associados a sindromes, o que torna
o0 prognoéstico mais reservado’®.

Em relagéo ao diagnéstico diferencial, o carcino-
ma de células basais e o tumor de glandulas sali-
vares com degeneracgdo cistica sdo incluidos. Na bi-
Opsia aspirativa essas lesdes podem ser diferencia-
das, pois tém caracteristicas celulares neopldsicas®.
Destacam-se ainda o cisto tireoglosso, rdnula mer-
gulhante e as linfadenopatias como diagnésticos di-
ferenciais de linfangiomas da regido cervical. Podem
se assemelhar também, quando em menor tamanho,
com mucocele e, quando possuem significativos capi-
lares em seu interior, com o hemangiomal'“.

O tratamento depende do tipo, do tamanho,
do envolvimento de estruturas anatdomicas e de
infiltracdo para os tecidos circundantes'®. Existe
o tratamento cirirgico e os néo cirdrgicos, como:
radioterapia, crioterapia, cauterizacdo, esclerote-
rapia, administracédo de corticéides e de interferon,
aplicacdo de laser de diéxido de carbono, radiofre-
quéncia, uso de OK-432 Picibanil ou soluc¢éo salina
hipertonica®%1618 Usualmente, a exciséo cirdrgica
é realizada, embora a remocéo total da lesdo nao
seja possivel em alguns casos pelo tamanho ou re-
lagdo com outros 6rgaos do corpo2. As complicacgbes
da excisdo incluem: dano as estruturas adjacentes,
formacéo de fistulas, infeccdo e deiscéncia de su-
tura, apresentando mortalidade entre 2% e 6%*.
A aspiracdo das lesdoes pode prover infecgoes e s6

RFO, Passo Fundo, v. 19, n. 2, p. 212-217, maio/ago. 2014

é efetiva temporariamente?. A radia¢do ndo tem
significativo valor terapéutico®. Ao contrario dos
hemangiomas, linfangiomas néo respondem bem ao
tratamento esclerosante. Entretanto, alguns linfan-
giomas respondem bem ao tratamento com OK-432,
que é um agente terapéutico esclerosante?. Solugoes
salinas hipot6nicas que provocam inflamacgéo do en-
dotélio vascular podem levar a regressdo total ou
parcial do linfangioma, porém, em caso de cirurgia
posterior, podem dificultar a realizacédo dessa'®. Ha
relatos de regressdo espontinea, porém a sua ocor-
réncia nao é comum. A aplicac¢éo de laser de diéxido
de carbono (CO,) tem como vantagem causar pouca
ou nenhuma ferida e manter o campo cirdargico seco.
Porém, sua grande desvantagem é o custo elevado
do equipamento, o qual s6 pode ser operado por pro-
fissional capacitado?.

Tendo em vista o referencial teérico exposto, o
presente trabalho objetivou realizar um levanta-
mento dos casos de linfangiomas registrados nos
laboratoérios de Patologia do ICB-UPF e do HSVP
entre os anos de 1987 e 2012.

Materiais e método

O presente trabalho foi submetido e aprovado
pelo Comité de Etica em Pesquisa da Universidade
de Passo Fundo/RS/Brazil. Efetuou-se um levanta-
mento epidemiolégico dos casos de linfangioma re-
gistrados nos arquivos do laboratério de patologia
bucal do ICB da UPF e no servi¢o de patologia do
HSVP, entre os anos de 1987 e 2012. Foram obtidos
os dados relativos a sexo, raca e idade dos pacientes
acometidos, bem como relativos a localizacéo, ao as-
pecto clinico, & sintomatologia, ao tratamento efetu-
ado e a ocorréncia de recidiva das lesoes.

Os dados coletados foram tabulados em planilha
eletronica e posteriormente analisados por meio de
estatistica descritiva de frequéncia e teste de Qui-
-quadrado a 5% de significéncia.

Resultados

Foram encontrados 78 casos de linfangioma, dos
quais 69 envolviam cabeca e pescoco (88% dos ca-
sos), e os demais localizados em intestino, bago, ar-
cos costais, membros superiores, escdpula, mama,
axila e coxa (Figura 1).
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Figura 1 — Dados relativos a localizagdo das lesées pesquisadas

Do total de casos, 53 ocorreram no sexo masculi-
no (68%) e 25 no feminino (32%). Nos casos de cabe-
ca e pescoco, encontrou-se 51 casos no sexo masculi-
no (74%) e 18 no feminino (26%).

A faixa etdria dos pacientes variou entre um més
e 90 anos, e a média de idade foi de 45 anos, e a fai-
xa mais acometida, a primeira década de vida, com
20 casos (26%), dos quais 15 ocorreram em criancas
de até trés anos de idade. Em seguida, constatou-se
a apresentacdo de 12 casos na terceira década, com
12 casos (15%) (Figura 2).
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Figura 2 — Ocorréncia de linfangiomas segundo a faixa etdria dos
pacientes

Quanto aos sinais e aos sintomas, 31% dos casos
apresentaram aumento de volume local, seguidos
por 20% de casos com auséncia de sinais e sintomas
e apenas 4% dos casos apresentaram dor (Figura 3).
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Figura 3 — Sintomatologia das lesdes pesquisadas

O tratamento mais comumente realizado foi o
cirurgico (74%), seguido pelo acompanhamento cli-
nico (18%), clinico-cirurgico (7%) e drenagem (1%).
A recidiva foi relatada em 8% dos casos.

Quanto a localizacéo dos linfangiomas de cabe-
ca e de pescoco, foram encontrados 50 casos em cra-
nio (72%), 13 em regido cervical (19%) e seis casos
na cavidade bucal (9%).

Considerando o género e a localizacdo das le-
soes, os linfangiomas localizados na cabeca tiveram
predilecdo por homens (84%), o que néo foi notado
nos casos cervicais e de cavidade bucal, em que, res-
pectivamente, 53% e 33% dos casos ocorreram em
individuos do sexo masculino (Figura 4).

Localizacao x Género
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Cervical Cavidade Oral
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Figura 4 — Fequéncia dos linfangiomas, relacionando a localizagdo
dos mesmos e o género dos pacientes acometidos

Comparando-se as faixas etarias com as locali-
zacoes, os linfangiomas de cabeca ocorrem princi-
pamente em individuos na sétima década de vida
(28%), em geral, associados a traumatismos no local.
Ja os linfangiomas cervicais e os da cavidade bucal
tiveram predilecéo por criancas com idade entre zero
e nove anos (70% e 50% dos casos, respectivamente)
(Figura 5).
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Figura 5 — Frequéncia dos linfangiomas relacionando localizagdo e
a faixa etaria dos pacientes acometidos

' Cavidade Oral

Foi aplicado o teste Qui Quadrado a 5% de signi-
ficAncia e obteve-se p = 0,0003 para os linfangiomas
localizados no crianio em pacientes do sexo mascu-
lino. Nao houve significiAncia nas demais variaveis
analisadas.

Discussao

Quanto ao aspecto clinico das lesdes observadas
no presente estudo, nossos achados coincidem com
os da literatura®!*, os quais reportam que os linfan-
giomas apresentam-se como tumefagoes indolores e
nodulares comumente localizados superficialmente,
mostrando uma superficie pedregosa que se asse-
melha a um grupo de vesiculas translucentes ou
como uma massa submucosa, quando localizados
mais profundamente. A cor é de uma tonalidade
mais clara (leitosa-transluscente) que o tecido cir-
cunjacente.

Dos 78 casos de linfangioma encontrados no
presente estudo, 69 sdo de localizagdo em cabeca e
pescoco (88%), havendo relatos da preferéncia sig-
nificativa da lesdo nessas localizagoes (50% a 70%)2.
Em seguida, a predilecdo foi pelas extremidades,
depois tronco e, por dltimo o abdémen'. Vindo ao
encontro dos resultados do presente levantamento,
Wiggs e Sismanis?® (1994) afirmam que o pescoco
é o sitio mais comumente envolvido, sendo o tergo
posterior acometido com maior frequéncia que o an-
terior. Quando ocorrem nesse local sdo denomina-
dos higroma cistico, higroma cervical e linfangioma
cavernoso, os quais causam tumefacédo difusa nos
tecidos moles, podendo ameacar a vida do paciente
por envolver estruturas vitais no pescogo'“.

Dos casos de linfangioma, 26% foram relatados
na primeira década de vida, sendo 75% desses nos
primeiros trés anos de vida. Observa-se que 90%
das lesdes em criancas se manifestam em torno dos
dois anos de idade?, corroborando a ideia de que a
maior parte das lesées se manifesta precocemente.
Porém, metade de todas as lesdes é observada ao
nascimento?, discordando dos achados do presente
estudo, quando apenas cerca de 20% dessas foram
relatadas nos primeiros anos de vida.

Neste trabalho, foi encontrada acentuada predi-
lecdo da lesdo pelo sexo masculino (78% dos casos),
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discordando dos estudos que relatam néo haver pre-
dilecdo por sexo ou raga*’. Autores* relatam tam-
bém que os linfangiomas podem ser encontrados em
todas as faixas etdrias e com inimeros fatores etio-
légicos, como traumatismos acidentais ou repetiti-
vos, hemorragias, infecgcoes, alteracdes hormonais,
entre outros, concordando com os achados desta
pesquisa, na qual identificou-se que grande parte
dos linfangiomas em idades mais avancadas sur-
giram apds traumatismos locais, ocasionados por
quedas ou acidentes de transito. Encontra-se a as-
sertiva de que a ocorréncia em adultos seria pouco
frequente?, discordando do achado no presente es-
tudo, que apresentou cerca de 60% de todos os casos
em adultos a partir dos 20 até os 90 anos de idade.

Em 2001, Souza e Tone!° descreveram os lin-
fangiomas como lesdes assintomaéticas e indolores
que se tornam evidentes como massas cisticas, fato
constatado em metade dos casos do presente estudo,
que se apresentaram como assintomaticos (20%) e
com aumento de volume (31%). Neville et al.2 (2009)
citam ainda que os linfangiomas podem apresen-
tar dor, sintoma encontrado em 4% dos casos estu-
dados. Os mesmos autores ainda afirmam que os
linfangiomas podem determinar prejuizos devido
ao aumento de volume e a compressio dos tecidos
circunjacentes, o que foi notado em alguns pacien-
tes do presente estudo, que relataram cefaléia, de-
sorientacfo, parestesia e convulsoes.

Quanto ao tratamento dos linfangiomas estuda-
dos, o cirdrgico apresentou predile¢io (74%). Embo-
ra autores? citem a ressec¢do parcial como a mais
utilizada, apenas 7% dos casos tiveram este trata-
mento na presente pesquisa (clinico-cirargico). O
acompanhamento clinico foi feito em 18% dos casos,
mesmo a regressdo espontinea ndo sendo comum?22,

Em 8% dos casos tratados cirurgicamente na
presente pesquisa, foi observada recidiva, sendo
compativel com achados que relatam cerca de até
27% de recidivas para os linfangiomas!® e outros
que citam que de 10% a 38% das lesdes removidas
reaparecem?.

Para Brennan et al.?* (1997), embora os heman-
giomas regridam ou desaparecam com o uso de in-
jecdo de agentes esclerosantes, muitos cirurgices
atestam que os linfangiomas ndo respondem a essa
terapéutica. A razao disso nio esta esclarecida, po-
rém, é possivel que diferencas na camada endotelial
ou nos componentes da parede vascular possam ser
contributivas. Neste estudo néo foram relatados ca-
sos de tratamento de lesdes por meio da esclerose.

Quando comparadas, as faixas etarias com as
localizagdes anatémicas, linfangiomas localizados
no cranio tiveram predilecdo pela faixa etaria dos
60 aos 69 anos (28% dos casos), em decorréncia de
traumas locais; ja os cervicais e de cavidade oral
tiveram predilecdo por criancas de zero até nove
anos, sendo 70% e 50% dos casos apresentados nes-
ses locais, respectivamente.
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Considerando o género e as localizagoes, apenas
nos casos em cranio, os linfangiomas apresentaram
predilecéo pelo sexo masculino, apresentando 42 ca-
sos em homens (84%) e 8 em mulheres (16%). Houve
certo equilibrio nas lesdes cervicais, onde sete casos
acometeram os homens (53%) e seis casos as mulhe-
res (47%). Nas lesdes de cavidade oral, dois casos
relatados em sexo masculino e quatro em femini-
no, sem apresentar significAncia estatistica. Signi-
ficAncia foi observada apenas nos casos de crinio
quando comparados aos géneros, nos quais obteve-
-se p=0,0003 ao ser aplicado o teste Qui Quadrado a
5% de significancia.

N3&o foram encontradas até o momento na litera-
tura disponivel acerca dos linfangiomas, observacées
que dizem respeito as relacdes idade x localizagoes
anatoémicas ou género x localiza¢des anatomicas.

Conclusoes

Com o presente estudo, apds a analise estatisti-
ca descritiva, constatou-se que o sexo masculino, a
primeira década de vida, a localizacdo em crénio, a
presenca de tumefacéo local e o tratamento cirturgi-
co foram os achados mais observados nos casos de
linfangioma estudados. Apds a aplicagdo do teste
Qui-Quadrado a 5% de significidncia, notou-se ha-
ver relacdo entre género dos pacientes e localizacio
dos linfangiomas (p=0,0003), sendo mais comuns os
linfangiomas de cranio em pacientes do sexo mascu-
lino. Além disso, por ser uma enfermidade que aco-
mete consideravelmente a regido de cabeca e pesco-
¢o, o linfangioma constitui tema de grande interesse
ao cirurgido-dentista.

Abstract

Introduction: Lymphangiomas are benign lymph vessels
tumors that affect, in general, head and neck. May be
congenital or injuries that arise during life. Children
are the most affected. Can be surgically removed, just
responding to sclerosing treatments or radiation. Its re-
currence is described in about 10 to 40% of cases. Ob-
jective and Employee Methods: The aim of this study
was to make a survey of the cases of lymphangioma
recorded in the Pathology Laboratories of the Institute
of Biological Sciences, University of Passo Fundo (ICB/
UPF) and the Hospital of Saint Vincent Paul Passo Fun-
do/RS (HSVP) since the year 1987 until 2012. Results:
In all, 78 cases of lymphangioma were found. Of the-
se, 69 involved the head and neck (88 % of cases) and
others afflict intestine, spleen, ribs, upper limb, shoulder
blade, breast, armpit and thigh and the first decade of
life was the most affected age group. The local volume
increase was the most observed signal. After applica-
tion of chi-square test at 5% of significance, we noted
a relationship between patient gender and location of
the lymphangiomas (p = 0.0003). Conclusions: It was
noted that men in the first decade of life were the most
affected. There was a relationship between gender and
location, being lymphangiomas more common in skull
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of males. Furthermore, in lymphangiomas studied we
noted the presence of local infection and the treatment
was by surgery.

Keywords: lymphangioma, hamartomas, neoplasms of
lymphatic vessels, cystic hygroma.
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