Tiroide ectopica de dupla localizacao

Dual location ectopic thyroid
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RESUMO

Introdugdo: A Tiréide Ectdpica é uma entidade clinica rara
cuja incidéncia varia entre 1/3000 a 1/10000. A Tirdide
Ectdpica de dupla localizagdo é uma entidade ainda mais rara.
A patogénese é incerta. A localizagdo ectépica mais frequente
é no dorso da lingua mas, os ganglios cervicais, as glandulas
sub-mandibulares e a traqueia sdo também encontrados. Os
autores apresentam um caso clinico de tiréide ectdpica de
dupla localizagdo: lingual e sub-mandibular.

Material e métodos: Apresentagdo de um caso clinico.
Resultados: Doente de 60 anos com queixas de disfagia e
sensagdo de tumefacgdo da base da lingua. Apds a realizagdo
de exames complementares de diagndstico foi colocada a
hipdtese diagnodstica de tirdide ectdpica de dupla localizagdo
(lingual e sub-mandibular). Foi submetida a excisdo total das
lesBes e encontra-se clinicamente bem.

Conclusdo: A existéncia de tecido tiroideu ectdpico deve ser
uma hipdtese diagndstica a considerar em massas cervicais e
da base da lingua. Esta entidade é muitas vezes assintomatica
e parece ser mais prevalente na populagdo em geral do
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qgue os raros casos relatados fazem crer. S6 uma orientagao
diagnostica adequada das massas cervicais podem levar a
uma terapéutica correcta, evitando-se iatrogenias
Palavras-chave: Tirdide ectdpica; Tirdide lingual

ABSTRACT

Introduction: The ectopic thyroid is a rare disorder which
incidence ranges from 1 /3000 to 1 /10000. The dual location
of ectopic thyroid is even a more rare entity. The pathogenesis
is uncertain. The most common ectopic location is in the base
of the tongue, but they could be also found in cervical ganglia,
in sub-mandibular glands and in the trachea. The authors
present a case of double ectopic thyroid location: lingual and
sub-mandibular.

Methods: Presentation of case report.

Results: Patient of 60 years old with complaints of dysphagia
and sensation of swelling at the base of the tongue. Following
the completion of additional tests the diagnosis of dual
ectopic thyroid location (sub-lingual and mandibular) was
placed. The patient was submitted to total excision of the
two lesions and is clinically well.

Conclusion: The presence of ectopic thyroid tissue should be
a diagnosis to consider in cervical masses and the base of the
tongue. This entity is often asymptomatic and appears to be
more prevalent in the general population than the rare cases
reported make us believe. Only a proper orientation of the
cervical masses diagnoses may lead to a correct treatment,
avoiding iatrogenesis

Keywords: Ectopic thyroid, lingual thyroid

INTRODUCAO

Tirdide ectdpica é uma entidade clinica que compreende
a localizagdo de tecido tiroideu fora do seu local
topografico normal ou seja, anteriormente ao segundo,
terceiro e quarto anéis traqueais na linha média cervical.
Aincidéncia de ectopia tiroideia é calculada em 1/3000
a 1/10000 (em consultas de tirdide e na populagdo
em geral respectivamente)® 2 * 4 A tirdide ectdpica
de dupla localizagdo é uma entidade clinica com a
localizagdo de tecido tiroideu em duas localiza¢Ges
ectopicas independentes, sendo uma realidade ainda
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mais rara do que aquela de localizagdo unica, havendo
poucos casos descritos na literatura mundial®. A sua
apresentacdo pode ser em qualquer idade, sendo mais
frequente no sexo feminino com uma proporg¢do de
3-4:1%4,

Foi descrita pela primeira vez em 1869 por Hickman??
e parece resultar de um defeito na migragdo do tecido
tiroideu entre a 32 e 72 semana de gestacdo. A tirdide
ectopica de localizagdo no dorso lingual (tirdide lingual)
é alocalizagdo Unica mais frequente (90%), mas também
pode ser encontrada na regido sub-mandibular,
intralaringotraqueal, mediastinica, esofagica, cardiaca,
nos ganglios cervicais, sistema porta-hepatico, vesicula
biliar ou ovario®3,

Os autores descrevem um caso de tirdide ectdpica de
dupla localizagao e uma revisdo sobre o tema.

METODO

Descri¢do de caso clinico. Doente de 60 anos observada
na consulta ORL do IPO-FG de Coimbra por disfagia
e sensacdo de tumefaccdo da base da lingua com
diagndstico de Tirdide Ectdpica de dupla localizagdo.

RESULTADO

Apresentacdo de caso clinico:

Doente do sexo feminino com 60 anos enviada a
consulta de ORL do IPO-FG de Coimbra por sensacdo de
tumefacgdo da base da lingua e disfagia com evolugdo
superior a 30 anos. Tratava-se de doente ja seguida no
IPO por carcinoma mamario invasivo in situ, tendo sido
submetida a mastectomia esquerda, quimioterapia e
terapéutica hormonal adjuvante.

Ao exame fisico apresentava uma tumefacc¢do da base
da lingua atrds do V lingual e sub-mandibular. Sem
adenopatias.

FIGURA 2
Cintigrafia com lodo-131

Fez TAC: “na regido sub-lingual e sub-mandibular
identifica-se uma volumosa (3x3x7cm) lesdo expansiva
heterogénea lobulada com contorno regular bem
definido. Na regido retro-basal e lingual, uma lesdo
expansiva sélida hiperdensa heterogénea com contorno
regular e bem definido que mede 25x25x25mm”.

FIGURA 1
Tumefacgdo da base da lingua

Foram colocadas as seguintes hipdteses diagnosticas:
Hipertrofia da glandula sub-lingual; Neoformacgao;
Quisto do tiroglosso; Quisto da base da lingua; Tirdide
lingual. Com estas hipdteses diagnosticas foram
efectuados: ecografia cervical: “tiréide praticamente
imperceptivel na loca. Em localizagdo sub-mandibular,
apresentando plano de clivagem com as glandulas
sub-mandibulares, observa-se volumosa formagao
heterogénea sélida, com multiplas formagGes nodulares
isorreflectivas e zonas quisticas”; Cintigrafia com iodo:
verifica-se auséncia de captacdo de radiofarmacos na
regido cervical anterior e observa-se drea difusa de
captagdo pouco intensa e irregular a nivel da projec¢ao
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do mento, aspecto cintigrafico compativel com a
presenca de tecido tiroideu ectdpico. Fixagdo tiroideia
de iodo 131 as 24 horas de 20,4%; provas de fungdo
tiroideia sem alteracgdes.

Apds diagndstico de tirdide ectdépica com dupla
localizagdo foi proposto tratamento supressor sob
acompanhamento da Endocrinologia. Por auséncia de
diminuicdo do tamanho, apds 6 meses de tratamento,
em Decisdo Terapéutica de Endocrinologia foi acordada
a excisdo das localizagdes ectdpicas tiroideias.

A doente foi submetida a excisdo de tirdide sub-
mandibular e lingual. No acto operatério foi encontrada
a lesdo sub-mandibular sob o musculo Milo-hioideu
bilateral, ndo sendo necessdria a excisdo das glandulas
sub-mandibulares. O lobo esquerdo era o mais
volumoso, e a irrigacdo fazia-se por um ramo da artéria
facial. Sem prolongamento para a base da lingua. A
tirdide lingual estava situada atrds do V lingual, até
a valécula. Havia um foramen cecum perfeitamente
evidente.

Doente teve alta ao 52 dia sem intercorréncias. O
exame anatomo-patoldgico confirmou o diagndstico:
Hiperplasia folicular nodular com areas de remaneja-
mento.

A doente encontra-se bem a efectuar terapia hormonal
com levotiroxina em estado laboratorial e clinico
eutiroideu.

DISCUSSAO

Hoje é consensual que o aparecimento de tecido
tiroideu ectdpico se deve a uma falha na embriogénese
da tiréide, nomeadamente na migracdo do tecido
tiroideu do pavimento ventral da faringe para o seu
local cervical anterior normal.

Embriologicamente a glandula tirdide desenvolve-
se entre a 32 e a 72 semana de gestagcdo a partir de
um diverticulo endodérmico entre a 12 e 22 bolsa
faringea. A lingua inicia a sua embriogénese ao mesmo
tempo com relagdo anatdmica estreita com o canal
tiroglosso. Na 72 semana de gestacdo a glandula tiréide
é uma bolsa endodérmica localizada no foramen cecum
(resquicio do canal tiroglosso). A tiréide normal desce
ao longo do canal desde o foramen cecum, na lingua,
até a sua posi¢cdo normal na regido cervical anterior,
a nivel do segundo, terceiro ou quarto anel traqueal®.
Existem algumas teorias diversas sobre existéncia de
tecido tiroideu ectépico®:

1-Falha nadescida da glandula durante aembriogénese.
E descrito recentemente o papel de anticorpos maternos
contra os antigénios tiroideus fetais neste processo
fisiopatoldgico®.

2-Sequestro de nddulos tiroideus durante tiroidites,

traumatismos ou hiperplasia nodular.

3-Presenca de tecido tiroideu sem aspecto neoplasico
nos ganglios cervicais.

4-Formagdo teratomatosa, principalmente extracervical.
5-latrogenia cirurgica com implantagdo intraoperatéria
de células tiroideias normais em outros locais do
pescoco (embora este processo seja mais comum em
neoplasias).

6-Anomalias branquiais durante o desenvolvimento
embriogénico.

7-Factores exégenos como deficiéncia em lodo (maior
incidéncia em zonas do globo com défice de iodo
endémica)’.

Mas, historicamente estas ndo foram as opiniGes
dominantes da comunidade cientifica. Desde a
década de 40 alguns autores tentavam provar que
a até entdo denominada tiréide lateral aberrante
se tratava de uma metastase linfitica de carcinoma
oculto bem diferenciado da tiréide. Em 1966 Block et
al publicaram 2 casos de tecido tiroideu lateral em que
foi realizado concomitantemente tiroidectomia total
com esvaziamento cervical modificado. Em ambos os
casos ndo foi encontrada prova histoldgica de tumor.
Em 1980 Heldonis et al descreveram pela primeira vez
a existéncia de tecido ectépico sub-mandibular, sem
sinais de neoplasial. Apesar de hoje se pensar que
a teoria benigna é a mais correcta, deve-se sempre
pesquisar a existéncia de tumor tiroideu primario ou
de malignizagdo de tecido tiroideu ectdpico, descrito
por Subramony et al em 19972,

A maioria dos casos pode permanecer assintomatica.
Apesar da baixa incidéncia desta entidade clinica,
tirdide lingual foi encontrada em 10% de uma série
de autdpsias. O tamanho variava de microscépico a
alguns centimetros de maior didametro®. Os sintomas
encontrados sdo devidos sobretudo ao efeito de
massa causando disfonia, disfagia, sensacdo de corpo
estranho, dispneia, tosse crénica ou hemorragia®3.
Estados de hipotiroidismo sdo frequentes e cretinismo
pode ser também um sintoma associado.

A hipertrofia da glandula tiroideia ocorre em resposta
a elevagOes dos niveis de TSH, assim, em situagdes
fisioldgicas de elevagdo de TSH como a puberdade,
gravidez, trauma, infeccdo e menopausa, o tecido
tiroideu ectépico também aumenta de tamanho,
ocasionando ou aumentando os sintomas.

Um exame fisico completo com avaliagdo endoscdpica da
via aérea superior, para determinar a existéncia de ectopia,
inspeccdo da faringe e laringe, ou exclusdo de outras
possiveis anomalias como hemangioma, quistos valeculares
ou hipertrofia da amigdala lingual é mandatério.
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Provas de funcdo tiroideia devem ser efectuadas. Estas
podem ser normais ou demonstrar uma hipofuncdo
tiroideia (em 70%°) com diminuicdo de T, e T, e
aumento dos niveis de TSH e tiroglobulina.
Examesimagiolégicosdeconfirmagdaosdoindispensaveis
para o diagndstico e avaliagdo. A cintigrafia com lodo
ou com Tecnécio sdo os mais utilizados. O primeiro
é o exame mais sensivel e especifico para deteccdao
da existéncia, tamanho, distribuicdo e actividade de
tecido tiroideu ectdpico e a presenca ou auséncia de
glandula tirdide no seu local habitual. O segundo é
menos especifico mas, é mais barato, a sua semi-vida é
menor e fornece informag8es importantes’.

O estudo por TAC é um método preciso na determinagao
do tamanho da lesdo, e pode ser efectuado sem
contraste pela acumulac¢do de iodo no tecido tiroideu.
A RMN é mais precisa na determinagdo das relagbes de
tecidos moles da lesdo e fornece o estudo sagital da
lesdo. Em massas sub-mandibulares e cervicais laterais,
a ecografia de tecidos moles é um exame a considerar.
Relembrando a possibilidade de metastizacdo cervical
de tumor primario ou malignizagdo de tecido tiroideu
ectopico, pensamos que a ecografia cervical para
estudo de massas e/ou ganglios cervicais € mandatoria.
A citologia por pungdo aspirativa deste tipo de lesdes
pode ser uma ajuda diagnostica mas, a impossibilidade
de afastar a hipdtese de neoplasia na presenca de
tecido normal na amostra?, e os riscos de hemorragia
intratavel ou tirotoxicose aguda, levam alguns autores
a desaconselhar este procedimento?3.

O tratamento deste tipo de lesGes permanece controverso.
O guia inicial de tratamento deve ser a presenga ou
auséncia de sintomas. Em casos sintomaticos ou de
grande aumento de tecido tiroideu, a terapéutica
hormonal supressiva, com hormona tiroideia exdgena,
deve ser o primeiro tratamento a considerar. A
hormona exdgena tem como objectivo a supressao de
TSH, retirando o estimulo para o crescimento glandular.
O controlo clinico e laboratorial deve ser efectuado
a cada 3 meses. Este intervalo de tempo pode ser
encurtado em situagBes previsiveis de stress como
puberdade ou gravidez?.

A intervencdo cirdrgica deve ser reservada para doente
sintomaticos ou que aumentaram as queixas durante a
terapia hormonal supressiva e em suspeita de neoplasia.
Situagdes como hemorragia recorrente, disfagia (com
diminui¢do do aporte nutricional adequado), disfonia
e dispneia grave devem ser submetidos com urgéncia a
tratamento cirurgico.

Ha varias décadas os tecidos ectdpicos cervicais, como
eram considerados malignos, eram tratados com
esvaziamento cervical com radioterapia’. Hoje a excisdo

completa da lesdo ectdpica é o tratamento cirurgico
de elei¢do. Para a tiréide lingual a via suprahioideia e
transhioideia fornece uma boa via com boa exposicdo
da lesdo, a via trans-oral também é utilizada em alguns
centros mas, a exposicdo da lesdo é de menor qualidade
e a morbilidade é maior.

Uma alternativa a cirurgia é a utilizacdo de iodo
radioactivo para ablacdo do tecido tiroideu. Mas, o
comportamento do tecido ainda é imprevisivel, e ha
descricbes de tecidos ectdpicos que podem precisar
de doses maiores de radioactividade para a ablagdo.
Este método pode estar reservado em casos em que a
cirurgia estad contra-indicada (como em doentes mais
idosos).

Em casos de hemorragia incontrolavel, a embolizacdo
vascular pode estar indicada.

Apds tratamento cirurgico ou de ablagdo da glandulaum
tratamento hormonal de substituicdo com levotiroxina
deve ser instituido.

No caso apresentado a doente apresentava uma dupla
localizagdo de tecido tiroideu ectdpica independente.
Além da falha embrioldgica na descida de tecido
tiroideu, também terd havido alguma anomalia
branquial que poderd justificar a localizagdo sub-
-mandibular do tecido tiroideu ectépico.

Apesar das suas dimensdes serem consideraveis, o
facto de apenas aos 60 anos ter procurado orientagdo
diagnostica e terapéutica é justificado pela situacdo
oncoldgica prévia da doente, pelo estado eutiroideu e
pela evolugdo lenta do aumento glandular deste caso.
No estudo diagndstico utilizdmos a ecografia cervical
pela localizacdo das lesGes (estudo sub-mandibular),
a cintigrafia com lodo por ser mais sensivel no estudo
de tecido tiroideu e por nos dar informacdes sobre
a actividade do tecido e a TAC para um estudo mais
detalhado das dimensdes e relagdes anatémicas das
lesdes.

Apesar do estado eutiroideu, foi proposto tratamento
médico hormonal supressivo devido as queixas
decorrentes do efeito massa. Como este ndo teve
sucesso, a cirurgia por via externa foi efectuada e a
doente encontra-se clinicamente sem queixas.

CONCLUSAO

A Tiréide ectépica de dupla localizacido é uma
entidade clinica muito rara mas, a existéncia de tecido
tiroideu ectdpico deve ser uma hipdtese diagnostica
a considerar em massas cervicais e da base da lingua.
Esta entidade é muitas vezes assintomatica e parece ser
mais prevalente na populagdo em geral do que os casos
relatados fazem crer. O tratamento com terapéutica
hormonal supressiva deve ser de primeira linha mas,
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em casos de faléncia, ou se a situagdo clinica assim o
justificar, a excisdo cirurgica total esta indicada.

S6 uma orientacdo diagnostica adequada das massas
cervicais podem levar a uma terapéutica correcta,
evitando-se iatrogenias.
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