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Diagnóstico de linfangioma cavernoso de face
em paciente adulto: relato de caso clínico.
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in adult patient: report of a cúse.
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RESUMO
Os autores apresentam um caso clínico de paciente do sexo masculino, I B anos, portador de lesáo recidivante de crescimento expansivo intra e

extrabucaì, na face esquerda, comprometendo a mucosa iugal. O tumor revelou-se indolor, associado à progressiva limita$o dos moümentos mandibulares.
O diagnóstico clínico e histopatológico de linfangioma cavemoso diferiu do diagnóstico por ressonância magnéüca.
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INTRODUÇAO
A origem dos linfangiomas ainda é

incerta. Muitos autores consideram-os lesõcs
neoplásicas benignas de vasos linfáticos e tecido
glandular, determinando uma forma de
angiodisplasia inativa ou de circuÌação lenta I'
t0. 12, 17. le.2l,23. AO mesmo tempo, aCeitam a

possibilidade de que sejam processos de
malformação ou hamartomâs. A origem destes,
enúo, estaria na seqúestraçáo de tecido linfático
isolado e privado de suas conexões com o sistema
venoso 2. 5.20.

Em 1877, WEGNER apresentou a

classifica$o histológica até hoje aceita, baseada
na dimensâo dos canais linfáticos dâ lesão e' r7'

2r. O linfangioma cístico ou higroma é o tipo
histoÌógico mais comum. Apresenta as maiores
dilatações dos canais linfáticos, exibindo espaços

císücos n'racroscopicamente bem circunscritos.
Ao exame microscópico, seus espaços císticos são

limitados por células endoteliais planas e por
delgadas camadas de músculo liso contidos
numa matriz de tecido conjuntivo. O
linfangioma cavernoso apresenta vasos
Iinfáticos grandes e dilatados. Gerâlmente nâo
tem os canais bem circunscritos e possui menor
quantidade de músculo liso. Muitas vezes o
linfangioma cavernoso tem umâ adventícia
fibrosa r0. O linfangioma capilar ou simples é

muito raro. Tèm canais linfáticos pequenos e

comprimidos e ausência de músculo lisoe.t7.2t.
Baseando-se na teoria centrípeta ou

aferente, o higroma císüco origina-se da falha
dos espaços linfáücos primários que confluem
para o sistema central 2r. fá no cavernoso, a

seqüestração tecidual é mais periférica que no
higroma; os espaços linfáticos primários não
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confluem para os coletores centrais principais.
O linfangioma capilar resulta de uma perda de
líquidos ou seqüestraçáo tecidual localizrda nas

poucas fendas mesenquimais. FinaÌmente, o
hemangioìinfangioma é composto por vasos
linfáticos e sangüíncos e 2Ì.

Os linfangiomas podem ser detectados
logo após o nascimeÌìto s 7'23' segundo a pesquisa

de Sabin (1902) e van der Putte (1975) que
revelaram que o sistema linfático se desenvolve
durante a sextâ semana da embriogêse, o que
pode explicar o apârecimento táo precocc das
lesões e. Sabe-se que 50o/o dos casos âparecem
âo nascer e cerca de 90olo descnvolvem-se, em
média, até os dois anos de idade. Isso se deve,
provavelmente, por coÌresponder ao período de
maior desenvolvimento do sistema lin í ático'),
t r. t2. 17. Entretanto, há relato do aparecimento
de lesões durante as primeiras décadas de vida 5'

20'23. Homens e mulheres são afetados com igual
freqüência 7 'e' t3' t8'26' 30.

Aproximadamente 7 5o/o dos
linfangiomas podenr localizar-se na face e região
cervical 4. 13' r7. 3ì. Os linfangiomas simples e

câvernosos afctam zonas onde o tecido
conjuntivo é compacto. Na caúdade bucal são

encontrados na língua, no palato, gengiva, lábios
e mucosa jugal ': s 6 8 14'Is re'23. Na língua,
atingem a região do ápice dorsal e ventral 5 Ì3't8;

quando localizados profundamente, produzem
macroglossia linfomatosa 3.ó.8 r8 27; e envolvendo
o lábio, podem levar à macroqueilia 5 8. Em
recém-nascidos da raça negra, os linfangiomas
ocorrem no rebordo alveolaf assumindo aspecto
próprio, com cápsula azulada e apresentando
remissáo espontâneat7. O linfangioma cístico
tem preferência por áreas onde o tecido

conjuntivo é mais frouxo, como na regiáo
cervical. Em alguns casos, os linfangiomas
ocorrem de forma difusa, denominada
linfangiomatose, comprometendo face, pescoco,

boca ou extremidades e,2r.

Os linfangiomas podern ser profi.rndos ou
supe rfi ciai s. Quando local i zados
profundamente, apresentam-se como mâssas
submucosas ou nódulos difusos sem aìterações
significativas de textura ou cor na região. As
lesões superficiais produzem tumefações
nodulares semelhantes a vesículas, formando
múltiplas excrescências moles, compressíveis e

assintomáúcas. Geralmente são translúcidas, de
coloração similar à mucosa ou ligeiramente mais
avermeÌlradas s. a. 17. 20. 2r. 23. 30. Essas vesículas
são preenchidas por Ìinfa. Eventualmente,
quando traumatizadas, podem conter sangue,
tomando-se escurecidas. Essa alteração local leva
o paciente a buscar esclarecimento de um
profissional 5. Durante o exame clínico, à
palpação, pode-se observar o deslocamento da
Ìinfa de um ponto parâ outro, provocando
crepitação 5 7.

O exame por imagem é indispensável para
localizaçáo e diagnóstico difercncial da Ìesâo. A
tomografia computadorizâda é limitada. A
ressonância magnética (RM) apresenta melhor
resolução para tecidos moles. Na RM, o
conteúdo líquido que deverá ser predominante
nas cavidades císticas é revelado a partir da
intensidade de sinais, a qual é nrenos intensa
nas imagens em TIWI e hiperintensa nas
imagens T2WL A natureza múltipla e

intercomunicante dos cistos e qualquer nível
fluido-fluido são melhores ponderados emT2\M.
Segundo FMSER, aTC ou a RM emT2, podem
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diferenciar muito bem uma massa sólida de uma foi de tumor de vasos sangüneos (s.ic). O próprio
cística, sendo que ambas facilitam a paciente e familiares náo detinham maiores
confirmação e localização da lesáo. As conhecimentossobreotratamentorealizado.
radiografias,muitasvezes,sáoutilizadascomo No exame clínico extrabucal, além de
primeira opçáo de exame nas patologias faciais. importante volume abrangendo a hemiface
Especialmente nos tumores de tecidos moles, esquerda, comprovou-se a Ìimitaçáo mecânica
servempararevelarenvolvimentosecundário, dos movimentos mandibulares. Na pele
relacionado principalmente com as estruturas visualizava-se a cicatriz da incisão tipo Weber-
dentárias, sinusais e articulação Fergunson (Fig.l). Não foram detectadas
temporomandibular (AIM). A ecografia ou adenopatiascewicaisousinaisclínicossistêmicos
sonografia pode ser indicada paralesões tumorais de infccção.
superficiais. fá no exame intrabucal, clinicamente

O aspecto clínico de linfangioma pode observou-se aumento devolume com alteraçáo
levaraumdiagnósticoinicialdehemangioma- da anatomia jugal esquerda e presença de
lesão proliferativa de vasos sangi.Íneos 6'23. Pode- inúmeras pequenas vesículas variando desde a
se entáo, realizar o exame por angiografia, que coloraçáo normal da mucosa, passando pela
permitirá,noscasosdehemangioma,dcterminar avermelhada, até vermelho escuro (Fig.2). A
o suprimento sangüíneo e drenagem destes apalpaçáo bidigital, a lesão apresentava-se
tumores 3r, além da localização e extensáo dos nodular, de consistência densa, sem referência
mesmos. Ainda no diagnóstico diferencial, dwe- de sintomatologia dolorosa. Clinicamente, as
se lwantaras possibilidades de lipoma, teratoma demais estruturas intrabucais não apresentavam
e mucocele. Especialmente na região cervical, comprometimento com a lesão O paciente não
lembramos cistos dermóide, branquial ou do rela[ava queixas quânto a dificuldade de
tiroglosso 2r. Na região orbital devem ser deglutiçáo,fonaçáooudisfagia.Odiagnóstico
afastados os neurofibromas e na regiáo occipital presuntivo foi de linfangioma.
o meningoencefalocele 2r. O paciente portava exame de angiografia

Os linfangiomas têm crescimento lento, ârteriâl de carótida externa e interna, sendo
comtendênciaàestabilização.Náoseobservam afastado o diagnóstico de lesáo
a involução das lesões s' 8. 20. 23 ou a hemangiomatosa. O laudo da ressonância
transformação maligna 3' a, apesar da magnética (RM) de encefalo e face relatou lesão
decorrência de tempo. Após os diagnósticos expansivaheterogênea,decontomosirregulares,
clínicos, é indispensável a biópsia para o exame comprometendo o espaço retromaxilar. A lesão
histopatológico 8. envolvia, ainda, a porção superior do ramo e

Microscopicamente, nos linfangiomas, côndilo mandibulares esquerdos. Cranialmente,
observam-se massas de vasos linfáticos dilatados o tumor se estendia pela fossa temporal e, em
e preenchidos porlinfa. As paredes vasculares direçáo medial, deformava a parede lateral do
são delgadas e formadas por células endoteÌiais. seio maxilar (Fig.3). Náo houve evidências de
Nas lesões superficiais, estes espaços situam-se invasáo do seio maxilar, nem das demais
imediatâmente abaixo do epitélio r.3' 5' ra' 16. Os estruturas ósseas limitantes do processo tumoral.
vasos podem apresentar grandes agregados NainieçãodocontrasteTl,alesãoapresentou-
linfóides em suas paredes e, eventualmente, se de intensidade levemente superior ao tecido
podemserobservadashemáciasemseuinterior, muscular; em T2 foi hiperintensa, e após a
em função de hemorragia secundária 17. in jeção do contraste para-magnético,

Os linfangiomas apresentâm inúmeras impregnou-se heterogeneamente, especiaìmente
possibilidades de tratamento, tais como excisáo na periferia. A descriçáo da imagem é sugestiva
ciúrgica, crioterapia e esclerose 5.to'te'20.2t'24 e de diagnóstico de linfangioma provavelmente
ainda a eletrocoagulação e o lasera're. A dotipocístico.
radioterapia já há muito tempo não é mais Opacientefoienúosubmetidoàbiópsia
usada, devido a sua inabilidade na compÌeta incisional,sobefeitosde anestesialocal. Aáreâ
destruição tumoral e seu potencial de explorada foi a regiáo jugal, envolvendo a
malignização t2.te'2t. As inúmeras propostas mucosa em superfície e profundidade
terapêuticas sewem para definir estas lesões como compatíveis para o preparo histopatológico.
asmaiscomplexasnotratamentobuco-maxilo- As imagens microscópicas revelaram
fâcial r3'2r. espâços vasculares dilatados, que mostraram

cASo cLÍNrco :"*ïï"i: L:::i,ï ïÏ:Ïff:'.:ï''*::
OpacienteR.F, lSanos,sexomasculino, inflamatórias (Fig.4). Em alguns vasos

branco, procurou atendimento na Disciplina de observaram-se hemácias. Como resultado,
CirurgiaetaumatologiaBuco-maxilo-faciais obteve-se o diagnóstico de Linfangioma
da Faculdade de Odontologia da Universidade Cavemoso.
Fcderal do Rio Grande do SuI-UFRGS, para
diagnóstico e tratamento de volume indolor n a DISCUSSAO
face, lado esquerdo, associado à progressiva Oslinfangiomassãopoucofreqüentesna
limitação dos movimentos mandibulares. idade adulta. Segundo QIN (1998), a
Durante a anamnese, o paciente referiu que aos probabilidade do aparecimento deste tumor é
I 3 anos de idade foi submetido à intervenção de I 0,5%o em paciente entre I 0 e 20 anos de
ciúqgicanaregião. Odiagnósticopré-operatório idade. fáem pacientes em idade superiora 20
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anos, a freqüência baixa para 996. Em sua
publicaçáo, HERRERA (1998) apresenta
relatos clínicos de dois pacientes com I B e 59
anos. Tàl condiçao amplia significativamente a
faixa elíria para diagnóstico do tumor. Por isso,
quando indivíduos adultos apresentam
tumorações na face, a suspeita clínica de
linfangioma deve ser lembrada. Para FMSER
(1996), apenâs 12,5o/o dos linfangiomas em
pacientes adultos foram presuntivamente
diagnosticados no exame clínico.

Uma explicação para o aparecimento
tardio destes tumores é defendida por SAIJO
( I 975 ), baseada na desproporcionalidade enue
o cresciemnto físico do paceinte e do tumor.
Entretanto, o registro destas lesões
predominantemente nâ infância mantém â
teoria das proporcionalidades como o conceito
próprio.

Quanto à localizaçáo anatômica, os
linfangiomas podem apresentar cinco diferentes
esúgios. Esta classificaçâo proposta por SERRES
( 1995) usa como referência o osso hióide, com
distribuição superior e/ou inferior em uni e

bilateralidade.

Quadro I: Classificaçáo segundo
SERRES.

Esúgio Localização
da lesáo

[.atera-
lidade

I Infra-
hioidea L-trrilateral

II Supra-
hioidea Unilateral

II Supra e infra-
hioidea Unilateraì

ry Supra-
hioidea

Bilateral

Supra e infra-
hioidea Bilateral

Segundo esta classifica@o, a lesão descrita
é supra-hioidea e unilateral, correspondendo ao
estágio II. Geralmente, pacientes com lesão
unilateral e infra-hioidea s5tígio I tem melhor
prognóstico que os com tumores no esúgio II.
Na progressão dos prognósticos severos,
encontramos os estágios [V e { respectivrìmente.

Na face, a cadeia linfática parotídean
corresponde a três grupos de distribuição,
relacionados com a aponeurose superficial e a

glândula parótida. São eles o pré-auricular ou
suprâ-aponeurótico, o infra-auricular ou
subaponeurótico e o parotídeo profundo ou
intraglandular. O sistema infra-auricular
distribui-se pelos vasos linfáticos provenientes
da região geniana, mucosa iugal, nariz, lábio
superior e a glândula parótida. Os linfonopos
deste sistema podem ainda estar conectado com
as cadeias retroauricular e intraglandular
parotídea.

Esta complexa anatomia circulatória
específìca explica a extensáo do pÍoaesso urÍÍtrâl
linfático, o qual pode envolver estruturas
intrabucais, espaços medulares e tccidos
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glandulares. Especialmente no câso clínico
relatado, encontramos tecido linfático tumoral
comprometendo a hemiface esquerda nos seus
âspectos extra e intrabucais. Normalmente, os

linfangiomas têm crescimento lento, indolor e

flutuante. Quando atingem grandes dimensóes,
criam assimetrias ou deformações extensas. Para

SMITH (1996), seu crescimento enquanto
ativo infiltra tecidos circunüzinhos, Ìnvadindo
ou comprimindo estruturas funcionais e vitais.
No caso relatado, o paciente apresenta queixa
de progressiva limitação dos movimentos
mandibulares, provocados pela continuidade do
crescimento tumoral.

Segundo QIN (1998), especialmente na
região parótida-masseteriana, o aparecimento
de linfangiomas obedece uma freqüência de 9olo

dos casos. Ainda para SERRES ( I 995), na área
correspondente ao esúgio II, dos linfangiomas
diagnosticados 35olo foram higromas e 650lo
linfangiomas cavemosos.

O hemenagioma é a primeira opçáo de
diagnóstico diferencial. Segundo SOM e

BMNDNEIN (t996) eYONETSU (1993),
este tumor, quando localizado na face, tem alta
incidência na glândula parótida. Especialmente
o hemangioma câvernoso, além de freqüente
na infância, pode acontecer em pacientes com
mais de l6 anos de idade. Devido a esta estreita
relaçáo de características clínicas, para o
diagnóstico inicial fazem-se necessárias respostas

através de exames por imagem.
A angiografia, segundo YONETSU

(1993), permite visualizar a nutrição e a

drenagem vascular do hemangioma, sem
entretanto demonstrar a relação entre a lesão e
os tecidos circturúzinhos. Na práüca, esta forma
de diagnóstico serve para afastar imediatamente
a lesão vascular sangüínea da linfática.

A ultrassonografia permite acesso rápido
a informações por imagem, podendo o exame
ser feito no próprio consultório. Tem ainda a
vântagem de produzir uma radiação não
ionizante. Entretanto, para KAZIM (1992),
FUNG (1998) e YONETSU (1993), sua
limitaçáo básica esú na profundidade da lesão
e interferências de outros tecidos que impedem
a obtenção da imagem, situa@o comum na face.

KÂZIM (1992) e FUNG (1998)
consideram que na TC o tumor geralmente
aparecehomogêneo com a densidade dos tecidos
moles. E possível visualizar os limites das áreas
infiÌtradas, mas a definiçáo de delicadas
estruturâs no tecido mole é limitada. A TC com
contrâste venoso define melhor a localização
anatômica dos tecidos vizinhos e a relação do
linfangioma com os vasos sangüíneos.

SIEGER foi quem primeiro publicou a

utilização da RM para avaliaçáo de
linfangiomas císticos em crianças. Esse exame
oferece imagens de alta sensibilidâde, tânto paÌa
as densidades teciduais como fluidas. Para
KAZIM (1992), FUNG (1998) eYUH (1990),
a RM produz a informação pré-operatória mais
bem detalhada do linfangioma e estruturas
vizinhas, que acabam por coincidir com os

achados intra-operatórios. A imagem úpica na

RM inclui sinal de alta intensidade nas imagens
em T2WI e baixa em TlWl. Com sua menor
radiaçáo ionizante, tem grande versatilidade nas

áreas cervicais e faciais, onde os linfangiomas,
especialmente o císüco, comprimem e invadem
as estruturas ütâis.

Para FUNG (1998), este exame pode
também auxiliar na avaliaçáo de estados
infecciosos ou hemorrágicos intratumorais. Por
sua vez, SIEGER refere ser esta a forma de
imagem a mais apropriada no pré-operatório.
hmbramos que uma imagem detalhada, dando
a extensão, tamanho e localização da lesáo, é

indispensável para a indicação dos diferentes
tipos de biópsia, melhor opçáo de tratamento e,

ainda, para afastar futuros questionamentos
quanto ao diagnóstico. No caso apresentado, o
exame por RM, se não comprovado por biópsia,
conduziria a um diagnóstico de linfangioma
cístico. Visto tratâr-se de uma lesáo já
anteriormente submetida a tratamento
ciúrgico, certamente produziriam-se alterações
tanto na estrutura física quanto nas reparações
cicatriciais, o que confunde o diagnóstico por
imagem. O resultado da biópsia quando o tecido
é obtido na iírea central da lesão, aqui discutida,
perde sua credibilidade pelas mesmas razões já
descritas. A opção da coleta tecidual, neste caso,

pareceu-nos mais indicada em área patológica
âinda íntegrâ e de fáciÌ acesso.

Mas segundo SMITH (1996),
SOM (1996) e YUH (1990), pode
também haver sobreposição entre os

tipos de linfangiomas, inclusive dos três
tipos de tumores que poderáo se

sobrepor na mesma massa. Nossa
indicação de área a ser biopsiada
concorda com os autores, umâvez que
seu diagnóstico pode ser estabelecido
pela natureza do tecido que o circunda.

A biópsia por aspiraçáo tem
indicações no diagnóstico pré-
operatório. Para QIN (1998), os
linfangiomas cavernosos, quando
puncionados, não vertem líquido. A
biópsia por punção guiada pela
ultrassonografia é uma boa indicação
nas áreas superficiais da face. Tâl
conceito pode ser mantido parâ â
biópsia incisional que obtém o tecido
tumoral nos seus limites mais extemos.

Para MARAN e PEREZ
ORBAN apud HERRERA (1998), o
prognóstico náo depende da nâturezâ
do histológico, mas sim das
características locais e invasivas do
próprio tumor. A remoção ciúqgica
completa, segundo FRASER (1996),
FONKARLSRUD (1974) e QIN
(1998), é a conduta ideal nos
pacientes aduÌtos. Entretanto,
especialmente no linfangioma
cavemoso que se infiltra nos tecidos
circunvizinhos, a remoçáo ciúrgica é muito
difícil e a recidiva é maior que 50o/o.

SegundoBRENNAN (1997) e BOMKS
(1996), eventualmente os tumores náo podem

ser removidos completamente por envolvererÍ
estruturâs vitais. Se náo houve:
comprometimento orgânico, o paciente conrirt
com o tumor. Na nossa experiência, ha
possibilidades de reintervenção periódicas à

distância, segundo evolução do caso.

CONCLUSÃO
Os linfangiomâs câvernosos da face sáo

mais freqüentes na posiçáo supra-hioidea
unilateral.

As lesões manipuladas cirúrgica ou
terâpeuticâmente têm suas estruturas física e

histológicas alteradas, comprometendo os

exames por imagem e histopatológicos.
Os linfangiomas sáo menos fieqüentes em

adultos e devem ser diferenciados.
principalmente, de hemngiomâs câvemosos.

A possibilidade da presença de
Iinfangioma cístico, cavemoso e capilar em uma
mesmâ massa tumoral pode levar a diagnóstico
impreciso.

No diagnóstico por imagem, a RM é o
exame mais indicado; entretânto, deve ser

complementado por exame histopatológico da
lesáo.

O material obtido por biópsia incisional
poderá ser removido das áreas mais extemas e

superficiais, principalmente em casos de recidiva

Figura I - Aspecto clínico do paciente,
apresentando aumento de volume abrangendo a

hemiface esquerda. Pode-se ainda obsewar (setas)

uma cicatriz de incisáo tipo Weber-Fergunson.
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Figura 3 - A - Ressonância Magnética (RM),
corte coronâI. A lesão (setas) aparece expansiva
e heterogênea à inieção do contraste,
envolvendo a porção superior do ramo e côndilo
mandibular esquerdos. B - RM, corte axiaÌ. A
lesão aparece expandindo-se de forma irregular,
atingindo o espâço retro-maxilar (a),
estendendo-se pela fossâ temporal (b) e
deformando a parede do seio maxilar (c)
esquerdos.

Figura 2 - Aspecto clínico intra-bucal. A mucosa
jugal esquerda apresenta edema e superfície com
múltiplas vesículas.

Figura 4 - Fotomicrografia do linfangioma
cavernoso, onde visualizam-se vasos linfáticos
dilatados, com pâredes finas, preenchidos por
linfa e algumas células sangüíneâs. Aumento de
400x.

ABSTRACT
The authors present a case of a l8

(eighteen) years old male patient, presenting â
recurrent painless tumour on úe left side of his
face, growing boú intra and extraorally It caused
progressive limitation of mandibular mobilinr
Histopathological result of cavernous
lymphangioma differed from the prer.ious
findings seen on magnetic resonânce imaging.

KEYWORDS
Cavernous lymphangioma, adult,

recurrence, magnetìc resonane imagi4g birpsr'
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