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RESUMO: O carcinoma adenoide cistico (CAC) é uma neoplasia maligna de origem glandular pouco
frequente, marcada por crescimento infiltrativo, acentuada propensio a invasdo perineural e tendéncia
a disseminagio hematogénica tardia, sobretudo para os pulmées. Em razdo de seu comportamento
biolégico peculiar, o tumor pode permanecer indolente por longos periodos, o que dificulta o diagnéstico
precoce e impde seguimento clinico prolongado. O presente trabalho descreve a evolugio de um paciente
do sexo masculino, com 23 anos 4 época do diagnéstico, que apresentou lesio expansiva em hemimaxila
direita, inicialmente confundida com afec¢io odontogénica. A propedéutica complementar, composta
por tomografia computadorizada, ressonincia magnética e estudo histopatolégico, confirmou tratar-se
de CAC com extenso comprometimento sseo e invasdo de estruturas adjacentes. A conduta terapéutica
incluiu maxilectomia total e radioterapia adjuvante. Apds cerca de trés anos de estabilidade clinica,
identificou-se nédulo pulmonar tnico, compativel com metéstase a distincia, tratado exclusivamente
por radioterapia. Atualmente, o paciente encontra-se assintomditico, sob acompanhamento
multiprofissional e relata boa qualidade de vida. Este relato evidencia a importincia da suspeigio clinica
diante de lesdes maxilares de evolugio atipica em pacientes jovens, bem como reforca a necessidade de
vigilancia prolongada e abordagem interdisciplinar para pacientes acometidos por neoplasias de glandula
salivar.

Palavras-chave: Carcinoma adenoide cistico. Neoplasias de glindulas salivares. Maxila. Metéstase
neoplédsica. Patologia bucal.

ABSTRACT: Adenoid cystic carcinoma (ACC) is an uncommon malignant glandular neoplasm
characterized by infiltrative growth, marked perineural invasion and a tendency toward late
hematogenous dissemination, particularly to the lungs. Because of its peculiar biological behavior, the
tumor may remain indolent for long periods, which hinders early diagnosis and demands prolonged
clinical follow-up. This paper describes the clinical course of a male patient, 23 years old at the time of
diagnosis, who presented an expansive lesion in the right hemimaxilla, initially mistaken for an
odontogenic condition. Complementary investigation, including computed tomography, magnetic
resonance imaging and histopathological analysis, confirmed ACC with extensive bone involvement
and invasion of adjacent structures. Therapeutic management included total maxillectomy and adjuvant
radiotherapy. After approximately three years of clinical stability, a single pulmonary nodule consistent
with distant metastasis was identified and treated exclusively with radiotherapy. The patient is
currently asymptomatic, under multiprofessional follow-up and reports good quality of life. This report
highlights the importance of clinical suspicion when facing maxillary lesions with atypical evolution in
young patients, and reinforces the need for long-term surveillance and an interdisciplinary approach for
patients affected by salivary gland neoplasms.
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1 INTRODUCAO

As neoplasias malignas de glindulas salivares constituem um grupo heterogéneo de
lesdes pouco frequentes no complexo bucomaxilofacial, representando aproximadamente 39 a
6% dos tumores de cabeca e pescoco (LAVAREZE et al., 2025). Entre essas entidades, o
carcinoma adenoide cistico (CAC) desperta especial interesse pela sua agressividade biolégica,
padrio histopatolégico caracteristico e comportamento clinico imprevisivel, com possibilidade
de recidivas e metastases mesmo apés décadas do tratamento inicial (SILVA et al., 2023;
STAWARZ et al., 2025).

Descrito originalmente em 1859 por Theodor Billroth (JABER et al., 2024), o CAC
recebeu posteriormente a denominagio atualmente aceita pela Organizacdo Mundial da Satde
(OMS). Trata-se de tumor epitelial composto por células ductais e mioepiteliais, organizadas
em trés padrdes histolégicos cldssicos (tubular, cribriforme e sélido) que podem estar presentes
em proporgdes varidveis na mesma lesio (JIA et al,, 2024). O padrio sélido é classicamente
associado a pior progndstico, sendo considerado fator independente de risco para recidiva e
metastase a distincia (LAVAREZE et al., 2025).

Embora possa acometer qualquer glindula salivar, o CAC predomina nas glandulas
salivares menores, com destaque para o palato. Na maxila, sua manifestagio como lesio central
intradssea é incomum, o que torna o diagndstico ainda mais desafiador, sobretudo em pacientes
jovens, nos quais o quadro clinico inicial frequentemente mimetiza lesdes odontogénicas
benignas. A invasdo perineural, presente em até 8o% dos casos, é responsivel por sintomas
como parestesia e dor, além de constituir importante fator preditor de recidiva local (SCARPA
et al., 2024).

A propensdo 4 metdstase hematogénica tardia, particularmente pulmonar, é uma das
caracteristicas mais marcantes do CAC. Estudos recentes indicam que metéstases podem ser
detectadas, em média, 34,8 meses apds o tratamento primério (LAVAREZE et al., 2025),
manifestando-se, em parte dos casos, de dez a quinze anos depois do tratamento curativo (LEE
et al., 2022), com sobrevida prolongada em muitos pacientes com doenga metastitica (HOFF et
al., 2025). Esse comportamento singular justifica o seguimento clinico e radiolégico estendido,

idealmente realizado por equipe multidisciplinar.
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2 OBJETIVO
2.1 Objetivo geral

Considerando a raridade da apresentagio intradéssea maxilar em pacientes jovens,
somada a dificuldade diagndstica inicial e a4 evolugdo clinica tardia com metéstase pulmonar
isolada, o presente trabalho tem como objetivo relatar a evolucio clinica ao longo de seis anos
de um paciente acometido por carcinoma adenoide cistico intradésseo em maxila, com énfase na

correlagio anatomoclinica e no manejo terapéutico a longo prazo.

2.2 Objetivos especificos

* Descrever os achados clinicos, imaginolégicos e histopatolégicos que fundamentaram
o diagnéstico do carcinoma adenoide cistico intraésseo maxilar;

* Detalhar a abordagem terapéutica cirtrgica e adjuvante adotada no caso;

* Mapear o acompanhamento longitudinal de seis anos, identificando o padrio de
progressio tumoral e o surgimento da metastase pulmonar isolada;

* Discutir a relevincia do diagnéstico precoce, da conduta multiprofissional e do

acompanhamento oncolégico continuo para o prognéstico do paciente.

3 METODOLOGIA

O presente trabalho possui natureza descritiva em formato de relato de caso, com
abordagem qualitativa, desenvolvido a partir da anélise retrospectiva de um caso de CAC em
maxila. O estudo foi realizado por meio da coleta, avaliagio e interpretagio de informacdes
clinicas obtidas durante o acompanhamento longitudinal de seis anos do paciente.

A coleta de dados compreendeu a revisio detalhada da histéria da doenga, aplicagio de
questiondrio direcionado, realizacdo de anamnese, exame clinico e andlise dos exames
complementares pertinentes ao caso. O questionédrio e a anamnese tiveram como objetivo
registrar o histérico médico e odontoldgico, os sinais e sintomas iniciais, o tempo de evolugio
da lesdo, os antecedentes pessoais e familiares, bem como as condutas diagndsticas e
terapéuticas adotadas.

Os exames complementares foram analisados de forma descritiva, incluindo exames de
imagem (tomografias/radiografias), exames histopatolégicos e demais documentos clinicos

disponiveis, correlacionando-se os achados clinicos, imaginolégicos e anatomopatolégicos
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observados com as caracteristicas descritas na literatura cientifica acerca do carcinoma adenoide
cistico.

Paralelamente, foi realizado um levantamento bibliografico do tipo narrativo com a
finalidade de fundamentar teoricamente o estudo e apoiar a discussio dos resultados. A busca
bibliogréfica foi conduzida nas bases de dados PubMed, Scientific Electronic Library Online
(SciELO) e Biblioteca Virtual em Satde (BVS).

Para a estratégia de busca, foram utilizados descritores previamente consultados nos
Descritores em Ciéncias da Satide (DeCS) e no Medical Subject Headings (MeSH), incluindo os
termos: “Carcinoma Adenoide Cistico”, “Maxila”, “Neoplasias Bucais”, “Adenoid Cystic
Carcinoma”, “Maxilla”, “Oral Neoplasms” e “Case Report”, combinados por meio dos operadores
booleanos AND e OR.

Foram incluidos artigos cientificos publicados no periodo de 2021 a 2026, disponiveis na
integra, que abordavam aspectos relacionados ao carcinoma adenoide cistico, manifestacdes
clinicas, diagnéstico, exames complementares, tratamento e progndstico da doenga. Foram
excluidos artigos duplicados, trabalhos incompletos, cartas ao editor, resumos de eventos, teses
e estudos que ndo apresentavam relacdo direta com a temdtica proposta.

Os dados obtidos por meio do prontudrio e da revisio bibliografica foram organizados e
analisados de maneira descritiva e comparativa, confrontando-se as evidéncias observadas no

caso clinico com a literatura cientifica consultada.

3.1 Aspectos éticos

O estudo seguiu as diretrizes e normas regulamentadoras de pesquisas envolvendo seres
humanos, estabelecidas pelas Resolugdes n® 466/2012 e n2 510/2016 do Conselho Nacional de
Saidde (CNS). O paciente assinou o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE),
autorizando o uso de suas informacdes clinicas e imagens para fins académicos e cientificos,

garantindo-se o sigilo e o anonimato da sua identidade.

4 RESULTADOS
4.1 Anamnese e queixa principal

Paciente do sexo masculino, com 23 anos de idade 4 época do diagnéstico, leucoderma,
profissional de educagio fisica, natural e procedente de Brasilia (DF). Relatou auséncia de

comorbidades sistémicas, ndo fazia uso de medicagio continua e negou histérico familiar de
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neoplasias. Procurou atendimento odontolégico no final de 2019 referindo desconforto e dor na
regido posterior superior direita, percebidos apés a remogio de um separador ortodéntico
durante tratamento corretivo em curso. Descreveu a sensacdo como a de um dente “solto, como
se fosse um dente deciduo”, acompanhada de progressiva dificuldade mastigatéria.

Apesar da procura inicial por avaliagio odontoldégica, o quadro foi inicialmente
interpretado como complicagio ortoddntica de menor relevincia. Entre o aparecimento dos
primeiros sintomas e a confirmag¢io do diagnédstico definitivo decorreram aproximadamente
seis meses, periodo no qual a lesdo demonstrou evolugio clinica rdpida, sintomatologia dolorosa

persistente e progressivo comprometimento funcional.

4.2 Exames de imagem

Em junho de 2020 foi realizada tomografia computadorizada de feixe cdnico
complementada por reconstrucdes tridimensionais. O exame evidenciou imagem hipodensa
difusa, de limites imprecisos, envolvendo as regides dos dentes 15, 16, 17 e 18 (este ultimo
ausente), com extensio para seio maxilar e cavidade nasal direitos, assoalho da érbita e células
etmoidais. Foram identificados sinais de reabsor¢io dentiria externa, rompimento e
abaulamento das corticais 4sseas do rebordo alveolar, septo nasal e parede medial do seio
maxilar direito. A hipétese diagndstica radiolégica inicial contemplou queratocisto

odontogénico, ameloblastoma e outras neoplasias a esclarecer, conforme demonstra a Figura 1.

Figura 1 - Tomografia computadorizada de feixe conico inicial: vista panordmica e reconstrugdes
tridimensionais

)

3D REALISTICO

Fonte: Acervo clinico do paciente (2020).
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Posteriormente, novo exame de tomografia de face, realizado em 24 de junho de 2020
com administracio de meio de contraste iodado n3o idnico, confirmou volumosa lesio
expansiva centrada no seio maxilar direito, medindo 5,0 x 5,4 x 5,4 cm, com extensio para
cavidade nasal direita, fossa pterigopalatina, espaco mastigador, trabeculado etmoidal e
cavidade orbitdria extracénica inferior. A tomografia de pescogo, realizada em 17 de julho de
2020, descreveu a lesdo como sélida com 4reas hipodensas sugestivas de necrose central, com
realce heterogéneo pelo contraste e dimensdes aumentadas em relacdo ao exame anterior (6,6 x
3,8 x 5,2 cm), invadindo medialmente a cavidade nasal, o seio etmoide ipsilateral, a cavidade
oral, o espago bucal e o seio esfenoidal direito. Nio foram observadas linfonodomegalias
cervicais ao método.

Para o planejamento cirtrgico, foi solicitada ressonincia magnética de crinio, executada
em 11 de agosto de 2020. A anilise revelou grande lesdo expansiva, heterogénea, sélido-cistica e
multiloculada, com intenso realce ao contraste paramagnético em sua porgio sélida, centrada
no seio maxilar direito e medindo 7,2 x 4,8 x 5,2 cm. Foram descritas deiscéncia e compressio
do assoalho da érbita direita, exoftalmia, obstrug¢io do recesso frontoetmoidal, infiltracio dos
processos alveolares maxilares posteriores (do elemento 14 ao 17), espessamento do palato mole
adjacente, alargamento da porcdo inferoanterior do canal infraorbitirio e compressio extrinseca
da musculatura pterigdidea lateral. Nio foram identificados sinais de disseminacdo perineural

para a base do crinio nem altera¢des encefilicas.

4.3 Estudo histopatolégico

Em 29 de junho de 2020 foi realizada bidpsia incisional, sob hipéteses clinicas iniciais de
ameloblastoma e les3o central de células gigantes. O material remetido para anélise consistiu
em fragmentos irregulares de tecido mole, pardo-elasticos, oriundos das regides do palato e do
rebordo alveolar, processados pela técnica de inclusio em parafina e coloracio pela
hematoxilina-eosina.

A microscopia evidenciou neoplasia epitelial composta por células com ntcleos
hipercromiticos, ovoides, nucléolos evidentes e citoplasma predominantemente claro. As
células apresentavam-se arranjadas em padrdes cribriforme e tubular, com formacao de espacos
microcisticos ocupados ora por material hialino, ora por contetdo basofilico sugestivo de muco.
Observou-se ainda estroma fibroso com abundante material extracelular hialino. Em fragmento
do rebordo alveolar, identificou-se tecido conjuntivo sugestivo de cépsula fibrosa, porém com

evidente invasio de células neopldsicas em cordSes e ninhos, completando o quadro com
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trabéculas 6sseas e focos hemorrigicos. A conclusio laboratorial foi de neoplasia maligna de
glindula salivar, favorecendo o diagnéstico de carcinoma adenoide cistico, conforme

apresentado na Figura 2.

Figura 2 - Aspectos microscépicos: padrio cribriforme e tubular tipicos do CAC

EENEL®BN

Fonte: Laudo histopatolégico n? O.79-20, Fenelon Radiologia e Patologia (2020).
4.4 Conduta terapéutica

Apés confirmacio diagndstica e estadiamento clinico, o paciente foi encaminhado para
equipe de cirurgia de cabega e pescoco. Em 28 de outubro de 2020 realizou-se maxilectomia total
a direita, com reconstrucdo em tempo cirdrgico tnico. A abordagem buscou margens livres de
tumor, respeitando os limites anatdmicos comprometidos pela infiltracdo neoplésica.

Como tratamento adjuvante, o paciente foi submetido a 33 sessdes de radioterapia,
iniciadas em 11 de janeiro de 2021 e concluidas em 24 de fevereiro de 2021. O regime visou ao
controle de eventual doenga residual microscépica, reduzindo o risco de recidiva locorregional.
No pés-operatério, foram observadas sequelas funcionais compativeis com a magnitude do
procedimento, sobretudo dificuldades para mastiga¢do e fala, sem registro de xerostomia

significativa, dor crénica ou parestesia.
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4.5 Acompanhamento e identificagio de metéistase

Entre 2021 e 2023, o paciente realizou consultas de acompanhamento a cada trés meses,
com avaliacdo clinica e exames complementares periédicos (tomografia, ressonidncia magnética
e radiografia de térax), demonstrando estabilidade da doenga e auséncia de recidiva local.

Em 2024, durante exame tomogréifico de térax de rotina, identificou-se nédulo pulmonar
Unico, compativel com metédstase a distdncia. O paciente apresentava tosse intermitente,
considerada pela equipe assistencial como achado n3o relacionado 4 lesdo pulmonar. Optou-se
por tratamento radioterdpico isolado, sem indicacdo de cirurgia, quimioterapia ou terapia-alvo

no momento.

4.6 Situacgio clinica atual

Em 2026, seis anos apds o diagnéstico inicial, o paciente encontra-se assintomitico e
clinicamente estdvel. Mantém acompanhamento semestral com as especialidades de cirurgia de
cabeca e pescoco e odontologia, dispensando seguimento continuo com a oncologia. Relata
impacto estético decorrente da maxilectomia, sem prejuizo significativo em sua vida social ou
profissional, atuando regularmente como profissional de educagio fisica. Ndo foram observados
sinais sugestivos de transtornos de ansiedade ou depressio, e o paciente atribui nota 8 (em escala

de 0 a 10) & sua qualidade de vida atual.

s DISCUSSAO

A apresentacio clinica do CAC em pacientes jovens permanece um desafio diagnéstico,
sobretudo quando a lesdo se manifesta como acometimento intradésseo maxilar. Embora
classicamente descrito como tumor de incidéncia entre a quinta e a sexta décadas de vida, com
média de idade préxima aos 52 anos, o caso ora apresentado contraria essa epidemiologia,
ocorrendo em paciente com 23 anos de idade, sem fatores de risco identificdveis (LAVAREZE
et al., 2025; SILVA et al., 2023). Tal cenario reforca a necessidade de manter o CAC entre os
diagndsticos diferenciais de lesGes expansivas de comportamento atipico, independentemente
da faixa etaria.

Outro aspecto relevante diz respeito ao tempo decorrido entre os primeiros sintomas e o
diagnéstico definitivo. No caso em questdo, o intervalo aproximou-se de seis meses, periodo em
que o quadro foi interpretado como complicacdo ortodéntica. Zuzarte et al. (2024) ressaltam que

o crescimento lento do CAC faz com que sua agressividade seja, muitas vezes, subestimada. A
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confusido com afec¢des odontogénicas é comum, especialmente quando hé associagio temporal
com procedimentos ortoddnticos ou exodontias, como observado neste relato. A literatura
recomenda que dor persistente, sensagio anormal de mobilidade dentaria e crescimento ripido
de lesGes no rebordo alveolar motivem investigagio imediata por exames de imagem avangados
e, quando indicado, biépsia incisional (STAWARZ et al., 2025).

Do ponto de vista imaginoldgico, os achados foram compativeis com os descritos na
literatura para CAC localmente avancado. A presenca de lesdo sélido-cistica com é4reas de realce
heterogéneo, lise 6ssea extensa e invasdo de estruturas adjacentes (cavidade nasal, fossa
pterigopalatina, érbita e espaco mastigador) é caracteristicamente associada a doenga
localmente avancada. A auséncia de linfonodomegalia cervical, observada neste paciente, estd
em consonincia com o padrio de disseminagio preferencialmente hematogénica do CAC, com
baixa incidéncia de metdstases linfaticas, conforme descrito em metanélise recente
(LAVAREZE et al., 2025).

A anélise histopatolégica desempenhou papel determinante para o diagnéstico
definitivo. Os padrdes cribriforme e tubular identificados, com presenga de material hialino
extracelular e invasio tumoral em corddes e ninhos, sio considerados achados cldssicos do CAC
e auxiliam na diferenciagio com adenocarcinoma polimorfo, carcinoma epitelial-mioepitelial e
neoplasias odontogénicas (JIA et al., 2024). Segundo Lee et al. (2022), o padrio sélido, embora
nio predominante neste caso, é o que se associa ao pior progndstico, enquanto os padrdes tubular
e cribriforme tendem a apresentar evolugio biolégica menos desfavordvel. Avancos recentes em
caracteriza¢do molecular, especialmente a identificacdo do rearranjo génico MYB-NFIB, tém
fornecido subsidios adicionais para o entendimento do comportamento biolégico do tumor e
para o desenvolvimento de terapias-alvo (STAWARZ et al., 2025).

No que se refere ao tratamento, a literatura recomenda como conduta de primeira
escolha a ressec¢do cirtirgica ampla, com margens livres, complementada por radioterapia
adjuvante em casos de doenca localmente avancada, margens comprometidas ou invasdo
perineural significativa (SCARPA et al., 2024; SILVA et al.,, 2023). A revisio sistematica de
Scarpa et al. (2024) demonstrou que a radioterapia pds-operatéria associada A cirurgia estd
relacionada a melhor controle locorregional quando comparada a cirurgia isolada, embora seu
impacto na sobrevida global permaneca motivo de debate. A maxilectomia total realizada no
paciente, seguida por 33 sessdes de radioterapia adjuvante, alinha-se a essa diretriz e contribuiu
para o controle locorregional no sitio priméirio da doenca durante o seguimento. A

quimioterapia, classicamente reservada para casos metastaticos sintomaticos ou refratérios, nio
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foi indicada, em conformidade com a orientacdo de reservar a quimioterapia sistémica aos casos
sintométicos, mantendo vigilincia ativa nos casos indolentes e assintomaticos (LEE et al., 2022;
POKHREL; CHIDHARLA; NEUPANE, 2022).

A identificacio de nédulo pulmonar metastitico aproximadamente trés anos apds o
tratamento primdrio ilustra o comportamento clinicamente conhecido do CAC. Hoff et al.
(2025), em coorte de 219 pacientes do MD Anderson Cancer Center, observaram que a terapia
local direcionada & metdstase pulmonar nio melhorou a sobrevida global em pacientes nio
selecionados, embora aqueles com ressec¢io completa ou resposta completa a radioterapia
tenham apresentado melhor sobrevida do que os com doenca residual. Bslek et al. (2025)
verificaram que pacientes com metdstases pulmonares tiveram sobrevida global
significativamente maior do que aqueles com metéstases em outros sitios, o que reforca um
prognéstico mais favordvel. A opcdo por radioterapia como terapia adjuvante, mostrou-se
adequada, considerando-se a relativa estabilidade clinica subsequente do paciente.

Por fim, é imprescindivel ressaltar o impacto funcional e psicossocial decorrente do
tratamento. A maxilectomia total acarreta alteraces estéticas, mastigatérias e
fonoarticulatdrias, exigindo abordagem reabilitadora interdisciplinar com participacdo de
cirurgia bucomaxilofacial, prétese maxilofacial, fonoaudiologia, nutri¢io e psicologia. A boa
adaptacio relatada pelo paciente, evidenciada pela manutengio da atividade profissional e pela
autoavaliagio positiva da qualidade de vida, demonstra que o acompanhamento

multiprofissional continuo é elemento central para o sucesso terapéutico em casos como este.

6 CONSIDERACOES FINAIS

O carcinoma adenoide cistico de maxila constitui afeccio rara, agressiva e de
comportamento clinico desafiador, especialmente quando acomete pacientes jovens, fora da
faixa etdria habitualmente descrita. O presente relato evidenciou a importincia da suspeicio
clinica diante de lesGes intradsseas maxilares com evolugio atipica, da utilizagdo criteriosa de
métodos de imagem complementares e da confirmagio histopatolégica como elementos
indispensaveis para o diagnéstico definitivo.

A correlagio entre achados clinicos, radiolégicos e microscépicos foi determinante para
a defini¢io da conduta terapéutica, que envolveu maxilectomia total seguida de radioterapia
adjuvante. A identificacdo tardia de metdstase pulmonar Gnica, apds trés anos de estabilidade
locorregional, reforca a necessidade de seguimento prolongado e individualizado desses

pacientes, idealmente conduzido por equipe multiprofissional.
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Para o cirurgido-dentista generalista, o conhecimento sobre as manifestacGes iniciais do
CAC e sobre as armadilhas diagndsticas que envolvem lesGes maxilares de aspecto
odontogénico é fundamental para o encaminhamento precoce e a melhor evolugio do paciente.
Espera-se que o presente relato contribua para a amplia¢do da casuistica disponivel na literatura
odontolégica brasileira e estimule novos estudos voltados a4 abordagem clinica e reabilitadora
desses casos. Por se tratar de relato de caso tnico, os achados nio permitem generalizagdes e

devem ser interpretados 4 luz dessa limitag3o.
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