RELATO DE CASO

Fistula salivar congénita: relato de trés casos

Congenital salivary gland fistula: report of three cases
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RESUMO

As fistulas salivares de origem congénita sGo mé for-
macoes de incidéncia rara. Devem ser diferenciadas de
fistulas de 2° arco branquial, pelas caracteristicas clini-
cas distintas, como a auséncia de episédios de infeccéo
e drenagem abrupta, que aumenta durante a alimenta-
¢Go. Dévidas ainda existem com relacéo & sua etiologia.
As hipéteses existentes cogitam a migragdo anormal de
tecidos embriondrios e a heteroplasia de células
ectodérmicas, que regridiriam no processo de diferencia-
céo celular. Afistulografia da lesdo mostra fundo de saco
arboriforme e ajuda no diagnéstico diferencial da leséo.
O tratamento é cirrgico, com resseccdo do trajeto da
lesdo e da glandula que a originou. Apresentamos trés
casos de fistulas salivares congénitas.

Descritores: Fistulo das glédndulas salivares, cirur-
gia. Gléndulas salivares, patologia. Coristoma.

INTRODUCAO

A maioriadas fistulas parotideas € adquirida e secundéria
atraumeas, cirurgias, neoplasias e processos inflamatérios lo-
caist. A etiologia congénita € rara e tem origem durante o de-
senvolvimento embriol 6gico?. Apesar das glandul as parotideas
acessorias serem rel ativamente comuns, sua apresentacdo com
0 aparecimento defistulacutaneasalivar é extremamenterara’.
A etiologiadaformagdo destaméaformagéo aindanao foi com-
pletamente elucidada e merece maiores estudos®*. Apresenta-
mos trés casos de fistul as salivares congénitas daregido jugal,
diagnosticadas e tratadas em nossos servicos.

SUMMARY

Salivary gland fistulas are rare malformations and
should be differentiate from others draining sinuses
pathologies, especially from the second branchial cleft
sinuses. Precise pathogenesis is not fully understood.
Clinically, the episodes of drainage are usually associated
with a sense of fullness in the affected area and the
amount of drainage usually increases during eating or
mastication. A preoperative sinugram is helpful. The
treatment is its excision. We present three cases of unusual
salivary gland fistula.

Descriptors: Salivary gland fistula, surgery. Salivary
glands, pathology. Choristoma.

RELATO DOS CASOS

Caso 1

Paciente de 16 anos, sexo masculino, foi encaminhado
com queixa de exteriorizagdo de liquido claro, por ocasi&o
de estimulos alimentares, através do pequeno orificio
cuténeo no canto lateral direito da boca, na regido jugal.
N&o havia relato de quadro infeccioso e ndo se evidenciou
a presenca de outras ma formagdes associadas (Figura 1).
A fistulografia demonstrou, assim como no segundo caso,
a presenca de trajeto fistuloso e preenchimento de cavida-
de irregular pelo contraste (Figura 2).
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Fistula salivar congénita

Figura 1 - Caso 1. Presenca de fistula junto &
comisssura labial & direita.

Figura 2 - Fistulografia realizada no caso 1, demonstrando
curto trajeto da fistula salivar.

Figura 3 — Caso 2. Presenca de fistula a 3 cm da comissura
labial & direita. Presenca de saliva ao estimulo.

Figura 4 — Caso 2. Aspecto macroscépico da lesGo e trajeto
da canulacdo. A seta mostra as fistulas de 1° arco faringeo.

Caso 2

Paciente de 7 anos, sexo feminino, também com a mes-
ma queixa, porém com o orificio fistuloso distante 3cm da
comissura labial direita (Figura 3). O tratamento foi
ressec¢ao do orificio externo, trajeto fistuloso e tecido glan-
dular distopico. Na Figura 4, observa-se o aspecto macros-
copico da peca operatéria e a associagdo de duas fistulas
de 1° arco faringeo. O exame anatomopatol dgico eviden-
ciou tecido muscular estriado, fistulacom mucosa escamosa
e acinos glandulares compativeis com glandula salivar
distépica.

Caso 3

Paciente com 9 anos de vida, do sexo feminino, apre-
sentava hipoplasia mandibular grau IIA, macrostomia,
anotia e apéndice pré-auricular a esquerda compativel com
microssomiacraniofacial. Presencade fistula cutaneaa3cm
dacomissuralabial direita, com drenagem de saliva. Previa-
mente havia sido realizada distracdo osteogénica de
mandibula. Submeteu-se a resseccao da fistula e sutura
primaria, evoluindo sem complicac@es (Figura5).

Os responsaveis legais pelos pacientes autorizado a
inclusdo destes no estudo, incluindo a divulgacéo de suas
imagens.

DISCUSSAO

Fistulas salivares congénitas podem ter origem na
glandula parétida, glandula submandibular, glandulas sali-
vares ectopicas e, mais raramente, em glandul as parotideas
acessorias?*. Os locais de abertura dos orificios fistulosos
podem ser na regido retroauricular, regido jugal, mucosa
oral eregido cervical. As fistulas originarias de glandulas
parotidas acessorias apresentam aspecto tipico de exteriori-
zagdo na regido jugal, proximas as comissuras bucais e
guase sempre estdo acompanhadas de apéndices cutaneos®.
S&o bilaterais em um tergo dos casos, com o lado direito
sendo mais comum (4:1)8. As glandulas parotideas acesso-
rias sem fistula sdo bem mais comuns, e estudos de dissec-
¢ao de cadaveres mostram incidéncia de até 21%?°. Estas
glandulas acessorias quase sempre tém relacdo de proxi-
midade e de drenagem de seu ducto principal com o ducto
de Stensen’.

O processo embrioldgico de formacao das fistulas
salivares ainda ndo esta estabelecido. Algumas teorias asso-
ciam a sua formacao a migracéo aberrante de tecidos
embrionarios responsaveis pela formagao das glandulas
salivares e parétida. Esta migracéo anormal estariarelacio-
nada aos defeitos do aparelho branquial®. Outras teorias
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Figura 5 — Caso 3. Paciente com 9 anos, sexo feminino, com microssomia craniofacial & esquerda.
A. Fistula salivar a 3 cm da comissura labial & direita. B. Foto intra-operatéria demonstrando a resseccdo da fistula.

cogitam a possibilidade de heteroplasia das células
ectodérmicas, que regridiriam no processo de diferenciagao®.

O diagndstico diferencial com relacéo as patologias com
origem no 2° arco branquial pode ser feito clinicamente. As
caracteristicas semelhantes entre as duas patol ogias incluem:
a mesma localizag@o (anterior a borda anterior do musculo
esternoclel domastéide), presencaja ao nascimento, drenagem
de secrecdo de formaintermitente®. As caracteristicas proprias
das fistulas salivares aberrantes sdo a auséncia de histéria de
infecco e o fato de os epi sddios de drenagem geral mente ocor-
rerem abruptamente ap0s sensacdo de aumento de volume da
dreadalesdo. A quantidade de drenagem aumenta durante a
alimentagdo®. O diagnostico final é feito com a fistulografia,
gue demonstra o trajeto fistul oso terminando em fundo de saco
de aspecto arboriforme, diferente da caracteristica cistica
encontrada nos casos de fistula do 2° arco branquial. O trata-
mento consi ste naresseccdo detodo trajeto fistuloso edaglan-
dula acometida. Cuidado se deve ter com os ramos bucais do
nervo facial.

Com relagdo a esta hipdtese etiol6gica, algumas divi-
das persistem. Os arcos faringeos iniciam a sua formacéo
na 42 semana de gestacdo, sendo o 2° arco faringeo o
responsavel pelagénese damusculaturadaexpressao facial
entre outras estruturas!®!, As glandulas salivares e a
parétida aparecem a partir da 6% semana de gestacdo, por
proliferac@o do epitélio bucal. Sendo as fistulas salivares
congénitas advindas de glandul as distopicas, acessbrias ou
aberrantes (estas UGltimas com fungdo de secregdo salivar
sem relacdo com estimulos alimentares), como explicar a
presenca de fistula salivar, que seria formada apos a 62
semana de gestacdo, j& que a embriogénese dos muisculos

faciais ja estaria definida na 4% semana pelo 2° arco
faringeo? Ou existe a possibilidade migratéria transmus-
cular ativa ou arelacdo de tempo para estas ma formacdes
devera ser reestudada na sua cronologia. A presencade duas
fistulas de 1° arco faringeo no caso 2 reforca a hipétese de
alteragcéo embriogénica combinada.
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