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Caso incomum de carcinoma
cuniculatum afetando a
cavidade oral de um menino de
11 anos™ "™

Prezado Editor,

O carcinoma cuniculatum oral (CCO) corresponde a uma
variante rara e bem diferenciada do carcinoma espinocelu-
lar oral (CECO), incluido pela primeira vez na Classificacdo
de Tumores de Cabeca e Pescoco da Organizacao Mundial
da Satde (OMS) em 2005. De acordo com a OMS, o CCO
é definido como uma proliferacdo neoplasica maligna de
epitélio escamoso estratificado formando amplos macicos
epiteliais com centro ceratinizado e criptas preenchidas por
ceratina que parecem penetrar no 0sso, sem caracteristi-
cas citologicas dbvias de malignidade.’ Estima-se que o CCO
seja responsavel por até 2,7% de todos os CECOs.” Até o
momento, menos de 60 casos foram relatados. O presente
relato é de um caso incomum de CCO afetando a gengiva de
uma crianca.

Um menino de 11 anos de idade realizou uma consulta
em decorréncia de dor local e parestesia de labio inferior
esquerdo de evolucao desconhecida. O paciente tinha his-
toria de ependimoma grau I, adequadamente tratado com
cirurgia e radioterapia e controlado rotineiramente. Nao
apresentava sintomas sistémicos, alergias conhecidas ou his-
torico médico de qualquer outra doenca. O exame extraoral
nao revelou anomalias. Tumoracao comprometendo a gen-
giva bucal e lingual foi identificada entre o segundo molar
esquerdo inferior e o primeiro pré-molar esquerdo inferior.
Uma extensa placa branca verrucosa cobria o lado bucal
da massa, enquanto nodulos brancos com aparéncia cistica,
com vasos sanguineos superficiais, também estavam presen-
tes em ambos os lados lingual e bucal do tumor (fig. 1). Os
dentes envolvidos na tumoragao eram moveis. A tomografia
computadorizada de feixe conico revelou grande radiolucén-
cia bem definida envolvendo toda a espessura da mandibula
posterior esquerda perfurando a tabua o6ssea bucal (fig. 2).
Uma biodpsia incisional foi realizada, a qual mostrou massa
tumoral composta por multiplos macicos epiteliais contendo
criptas ramificadas preenchidas por ceratina, revestidas por
células epiteliais escamosas. O padrao de crescimento epi-
telial endofitico apresentava-se embutido profundamente
no osso alveolar, formando uma rede complexa de canali-
culos conectados, lembrando tocas de coelho. As células
epiteliais eram bem diferenciadas; nao foram observadas
atipia, mitoses, invasao perineural ou linfovascular. Um infil-
trado inflamatério crénico consistindo principalmente de
linfocitos com areas locais de acimulo de neutrdfilos foi
observado em algumas areas do estroma (fig. 3). A lesao
foi diagnosticada como carcinoma cuniculatum da cavidade
oral. O diagndstico diferencial com uma variante soélida de
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Figura 1  Apresentacao clinica: tumoracao envolvendo a gen-
giva vestibular e lingual entre o segundo molar inferior esquerdo
e o primeiro pré-molar esquerdo inferior.

cisto odontogénico ceratdtico foi realizado em razao de
sua semelhanca histopatoldgica. O exame por tomografia
computadorizada revelou a auséncia de envolvimento de
linfonodos e de metastases, e o paciente foi encaminhado
para tratamento cirurgico. O paciente foi acompanhado com
regularidade e nenhuma recorréncia foi observada apés um
periodo de seguimento de cinco anos.

O carcinoma cuniculatum (CC) é uma variante rara e de
baixo grau do carcinoma espinocelular (CEC), mais comu-
mente localizado na planta do pé, mas qualquer sitio
anatdmico pode ser afetado, incluindo a cavidade oral.? De
acordo com uma revisao sistematica recente que analisou
43 casos de CCOs, o mesmo tem uma leve predilecao por
mulheres, e é mais frequente entre a sexta e a sétima déca-
das de vida.> Nosso caso € o segundo relato de CCO em
criancas. O primeiro caso foi relatado por Hutton el al.,* em
2010, correspondendo a um CCO afetando a gengiva maxilar
anterior em uma menina de 7 anos. Quando afeta a cavi-
dade oral, a localizagao mais comum é a gengiva mandibular,
seguida pela gengiva maxilar.> Também foram relatados
casos afetando a crista alveolar, a lingua e o palato.® Quando
a gengiva é afetada, € comum o envolvimento 6sseo. Exames
de imagem geralmente mostram radiolucéncia com margens
mal definidas, com reabsorcao do osso cortical adjacente.®

0 sintoma clinico mais comum é a dor, seguida de
ulceracdo, inchaco e endurecimento.®>¢ Nosso paciente,
além dos sintomas mencionados, também relatou pareste-
sia, que até onde sabemos, ndo havia sido relatada antes.
O principal diagndstico diferencial do CC é o carcinoma
verrucoso (CV), outra variante incomum bem diferenciada
do CEC. Porém, outras lesdes ceratinizantes, como cis-
tos odontogénicos ceratinizantes, precisam ser descartadas,
principalmente por meio de pequenas bidpsias incisionais.
No passado, pensava-se que o CC era um CV, mas agora é
considerado uma entidade distinta do CEC.? Clinicamente,
tanto o CC quanto o CV podem ter aparéncia verrucosa,
embora o CC possa exibir uma superficie papilifera séssil
rosa-avermelhada, o que ndo é observado no CV. Na histo-
patologia, o CC mostra um componente invasivo tortuoso
(endofitico) com tampdes de ceratina, que contrasta com o
crescimento verrucoso mais exofitico e expansivo observado
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CARTA - CASO CLINICO

Figura 2 Tomografia computadorizada de feixe conico. (A), Corte axial; (B), corte para-axial; e (C), reconstrucdo panoramica.
Ha grande radioluscéncia bem definida envolvendo toda a espessura da mandibula posterior esquerda perfurando a tabua o6ssea

vestibular.

Figura 3 (A), Caracteristicas histopatologicas mostrando tecido neoplasico com padrao endofitico de crescimento com
ceratinizacdo abundante (10x). (B), Infiltrado inflamatério misto composto primariamente de linfocitos e alguns neutrdfilos vis-
tos em algumas areas (40x). (C e D), Crescimento epitelial endofitico formando uma rede complexa de canaliculos conectados,
semelhantes a tocas de coelhos (10x).
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no CV.> Microabscessos preenchidos com neutrofilos também
sao comumente relatados no CC.?

0 principal tratamento de escolha é a excisao cirlrgica.
Embora o CCO possa ser localmente agressivo, metastases
em linfonodos e a distancia sdo incomuns,?® e foi relatado
que a taxa de sobrevida de cinco anos é acima de 90%.>
Recorréncias locais foram relatadas, mas nao sdao muito
comuns. Em relacdao ao presente caso, o paciente perma-
neceu livre da doenca ap6s um periodo de seguimento de
cinco anos.
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