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Introducao

Em 1942, Stafne descreveu, em 35 casos assintomaticos,
uma depressao cortical no lado lingual da mandibula como
uma série de cavidades radiolucentes unilaterais localiza-
das na regidao posterior da mandibula, entre o terceiro
molar e o angulo mandibular, abaixo do canal mandibular
inferior e acima da base mandibular. Esse autor descreveu
os casos como ‘‘cavidades 6sseas situadas nas proximida-
des do angulo da mandibula’’." Essas lesdes sdao definidas
como pseudocistos desprovidos de revestimento epitelial.
Embora, na maioria dos casos, esses cistos sejam observa-
dos no angulo da mandibula abaixo do nervo mandibular,
também sao diagnosticados em outros locais, como, por
exemplo, no aspecto anterior da mandibula. Gragas as
explicacdes controversas da patogénese, essa lesao tem sido
denominada de varias formas, entre elas cavidade ou defeito

DOI se refere ao artigo:
http://dx.doi.org/10.1016/j.bjorl.2016.02.004
* Como citar este artigo: Kaya M, Ugur KS, Dagli E, Kurtaran H,
Gunduz M. Stafne bone cavity containing ectopic parotid gland. Braz
J Otorhinolaryngol. 2018;84:669-72.
* Autor para correspondéncia.
E-mail: mesutkaya78@yahoo.com (M. Kaya).
A revisao por pares € da responsabilidade da Associacdao
Brasileira de Otorrinolaringologia e Cirurgia Cérvico-Facial.

o0sseo estatico, cavidade ossea latente ou idiopatica, glan-
dula submandibular ou sublingual ectopica na mandibula,
defeito ou depressao mandibular cortical lingual, defeito
osseo evolutivo da mandibula e cisto, defeito ou cavidade
de Stafne.

Considerando a maioria dos casos, a cavidade de Stafne
é diagnosticada acidentalmente nos exames radioldgicos
de rotina em pacientes assintomaticos. Nas radiografias
panoramicas, esse defeito surge como uma densa radi-
olucéncia circunscrita no angulo mandibular, abaixo do
canal mandibular, é principalmente unifocal. Os cistos de
Stafne sao considerados alteracoes estruturais estaveis
da mandibula e dispensam intervencao cirlrgica. Mas, na
literatura, foram descritos pacientes operados para essa
entidade, observou-se que a cavidade continha tecido glan-
dular submandibular, mdsculos, tecido conjuntivo fibroso,
vasos sanguineos, gordura ou tecido linfoide.? Neste artigo,
apresentamos uma cavidade o6ssea de Stafne contendo
glandula pardtida ectopica.

Relato de caso

Homem, 60 anos, com queixa de dor no lado direito do
assoalho da boca, foi encaminhado a nossa clinica otor-
rinolaringolégica em um centro académico terciario. Um
estudo de ressonancia magnética demonstrou tumor sélido
em regido submandibular direita, com divergéncia das
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Figura 1

Imagens de ressonancia magnética de massa lobulada na regido submandibular direita (setas pretas) em secgoes pon-

deradas em T1A (A) e em seccoes ponderadas em T2 com supressao de gordura (B e C).

Figura2 Radiografia panoramica. Lesao cistica de forma oval,
bem delimitada (seta branca) entre o segundo molar e o angulo
mandibular, ligeiramente acima da linha mandibular inferior.

estruturas circunjacentes, como a glandula submandibular
e os musculos, que apresentava bordas regulares. O tumor
lobulado exibia retencao difusa de contraste e densidade
intermediaria nas seccoes ponderadas em T1A, hiperden-
sidade nas imagens ponderadas em T2 e sem supressao
nas séries com supressao de gordura. Esse tumor também
preenchia o espaco situado anteriormente ao angulo mandi-
bular direito, formava uma depressao cortical com margens
bem delimitadas e com a linha mandibular inferior intacta
(fig. 1).

0 paciente referia dor nos ultimos trés meses; foi medi-
cado com antibioticos e agentes anti-inflamatorios, mas sem
alivio. Em vista disso, obtivemos uma radiografia panora-
mica que demonstrou lesdo cistica de forma oval e bem
delimitada entre o segundo molar e o angulo mandibular,
ligeiramente acima da linha mandibular inferior. O terceiro
molar tinha sido extraido havia muitos anos e o cisto nao
tinha envolvimento com as raizes do segundo molar. As
margens circunjacentes do cisto exibiam maior densidade
(fig. 2). O exame da cabeca e do pescoco nao revelou qual-
quer achado patoldgico e o paciente nao referiu dor com a
palpacao do pescoco.

Foi obtido consentimento informado; em seguida,
fizemos uma incisdao intraoral na mucosa bucal, nas

Foto intraoperatoria de massa lobulada (seta
branca) visualizada por meio de janela aberta na parede man-
dibular do cisto de Stafne.

Figura 3

proximidades da linha gengivobucal. O periésteo da mandi-
bula foi elevado até a linha mandibular inferior; e a seguir,
com o auxilio de uma broca, uma janela foi aberta desde
o lado bucal da mandibula. Foi possivel observar o tumor
situado imediatamente atras da delgada placa externa
cortical. O tumor nao exibia qualquer tipo de revestimento
epitelial. Tratava-se de uma massa solida ndao capsulada
e fragil, que pode ser facilmente separada da glandula
submandibular e dos musculos, mas estava firmemente
aderida inferiormente ao nervo lingual (fig. 3). A lesao foi
removida sem maiores complicacoes.

Macroscopicamente, a lesdao apresentava caracteristicas
que lembravam tecido glandular (fig. 4). Os achados histopa-
tologicos revelaram a presenca exclusiva de tecido glandular
seroso e glandula parétida ectdpica (fig. 5). As células
acinares continham granulos de zimogénio e o sistema duc-
tal estava intacto. Em seguida, examinamos novamente as
imagens de IRM para verificar as duas glandulas paroti-
das e conferir se ambas estavam presentes nos seus locais
habituais.
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Imagem macroscopica de tecido parotideo
ectopico.

Figura 4

Discussao

A glandula parotida acessoria é composta de tecido glan-
dular que ocorre no musculo masseter, situa-se junto ou
craniolateralmente ao ducto de Stensen, mas separada-
mente da borda anterior da glandula parétida. A glandula
parotida acessoria tem um sistema ductal especifico, que
drena para o ducto de Stensen.® A presenca de tecido de
glandula parétida fora de seu local natural, ou localizacao
acessoria, é conhecida por atopia, pode ser observada
na auséncia ou presenca da paroétida em sua localizacdo
normal. No embrido, entre a sexta e sétima semanas as
glandulas salivares principais comecam a se desenvolver:
com a formacao de invaginagdes ectodérmicas no assoa-
lho da parte branquial da boca primitiva para a glandula
parétida e com a formacao de invaginacoes endodérmicas
para as glandulas submandibular e sublingual. Essas células
migram até o mesénquima subjacente, dao inicio a aber-
tura do futuro ducto excretdrio. Durante a embriogénese,

todas as glandulas salivares demonstram intima interacao
com o tecido linfatico adjacente, o que explica o motivo
de o tecido de glandula salivar ectépica se localizar mais
frequentemente nos linfonodos cervicais.* Na literatura,
foram relatados locais muito raros para as glandulas sali-
vares ectopicas, como, por exemplo, glandula pineal, ducto
tireoglosso, glandula tireoide, glandula paratireoide, tonsila
faringea, tonsila lingual, reto, estdbmago e vulva. Embora
a heterotopia de glandula salivar possa ser observada em
diversos 6rgaos, a ocorréncia de tecido glandular salivar bem
organizado, e mais ainda, uma glandula pardtida ectdpica
estruturada sdo achados muito raros.® Anormalidades evo-
lutivas do aparelho branquial terminam com malformacdes
na forma de seios, fistulas ou cistos. Youngs e Schofield suge-
riram que a ectopia da glandula salivar seria resultante da
persisténcia habitual e da diferenciagcao dos remanescentes
endodérmicos do seio pré-cervical de His.®

Na maioria dos casos, as glandulas salivares ectopicas sur-
gem do triangulo anterior existente ao longo da borda medial
do musculo esternocleidomastoideo e sua localizacao mais
comum ¢ a base do pescoco.” Normalmente, as glandulas
salivares ectdpicas se apresentam na forma de seios aber-
tos para o exterior e que secretam um liquido transparente,
semelhante a saliva, especialmente durante a ingestao de
alimentos. E rara uma apresentacao bilateral de glandula
salivar ectopica

Barbuscia et al. descreveram a presenca de glandula
parotida ectdpica na parte média do pescoco, estrutu-
rada como parénquima parotideo normal e com aspecto
multilobular.® O exame histoldgico (bastante parecido com
0 nosso caso) revelou glandulas acinares compostas por
uma secrecao serosa que continha quantidade abundante
de granulos de zimogénio e que, aparentemente, estavam
completamente preservadas.

Em nosso caso, a glandula parétida ectopica estava loca-
lizada na cavidade de Stafne. Quando Stafne introduziu essa
entidade, defendeu a teoria evolutiva, informou que existe
deficiéncia na area ocupada pela cartilagem de Meckel.’
No entanto, isso parece improvavel, pois nao ha
apresentacao dessa entidade em individuos com menos de
11 anos e o pico de incidéncia gira em torno da quinta e
sexta décadas de vida. Uma teoria com ampla aceitacao
€ que o defeito mandibular se deve a atrofia por pressao

Figura 5

A, Na coloracdo de hematoxilina-eosina, a massa consistia exclusivamente de tecido glandular seroso (100x);

B, As células acinares continham granulos de zimogénio e o sistema ductal estava intacto (200x).
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causada pela glandula submandibular. Nossos achados
pos-operatorios confirmaram a presenca de glandula salivar
submandibular na cavidade.’ Ariji et al., Quesada-Gomez
et al., Shimizu et al. e Philipsen et al. alertam para a hiper-
trofia compensatéria e fibrose causadas pela infiltracao
linfocitica e diminuicao da secrecdo que aumenta com a
idade ou que, com o passar do tempo, a glandula aumenta
de tamanho. Kay prop0s que a cavidade seria resultante
de pressao vascular anormal da artéria facial, devido ao
seu curso tortuoso sobre a borda inferior da mandibula.
Esse autor considerou que ha semelhanca com a reabsorcéo
de costelas causada por aneurisma aodrtico. Lelo e Makek
defenderam a posicao de que o defeito era resultante de
isquemia dssea causada pela tortuosa artéria facial e pela
degeneracao arterial ligada ao envelhecimento. Minowa
et al. demonstraram uma vasculatura anormal na cavidade,
tanto nas imagens radiolégicas como na histopatologia, sem
a presenca de glandula salivar; por isso, sugeriram que uma
lesao vascular pode ser outra explicacao para o cisto de
Stafne. Foi também proposto que a recanalizacdo de uma
trombose, oclusao de ramos da artéria facial e tortuosidade
desse vaso podem ser decorrentes de arteriosclerose e
hipertensao, que aumentam com a idade - o que é consis-
tente com a incidéncia. Embora a glandula submandibular
possa enfraquecer os pulsos arteriais, a mandibula esta
sujeita a pressdoes em decorréncia de tais pulsos. Acredita-se
que a pressao na mandibula seja a causa da cavidade ossea.

Em geral, o conteldo do pseudocisto € um tecido infla-
matorio de glandula salivar - o achado mais comum em
individuos operados ou em estudos imaginoldgicos da cavi-
dade de Stafne. Em uma minoria de casos, foi observada
a presenca de musculo, tecido fibroso, gordura, tecido
linfoide ou estruturas vasculares ou mesmo auséncia de
tecido.” Tendo em vista a mobilidade do assoalho da boca
e do pescoco, pode ocorrer deslocamento nao intencional
de tecidos adjacentes durante a manipulacédo cirdrgica ou
reposicionamento intermitente da glandula. Nosso caso fala
a favor da teoria da pressao glandular, com uma glandula
parotida ectdpica.

O diagnostico de um cisto de Stafne classico, a variante
lingual posterior, é feito de forma relativamente facil com
uma radiografia panoramica. O diagnostico diferencial do
cisto de Stafne deve consistir em lesdes cisticas odonto-
génicas ou nao odontogénicas, displasia fibrosa, fibroma
nao ossificante, tumor castanho do hiperparatireoidismo,
defeito de medula 6ssea com osteoporose, ameloblastoma,
tumor de células gigantes, tumores benignos de glandula
salivar, hemangioma, mixoma, mieloma mdultiplo, granu-
loma eosinofilico e doenca metastasica.” Por outro lado,
levando em conta o tumor que preenche a cavidade,
devemos ter em mente as possibilidades de linfadenopatia
benigna ou maligna, linfoma, higroma cistico, hemangioma,
tumores neurogénicos e tumores glandulares benignos ou
malignos.' Com o recurso da tomografia computadorizada
(TC), da CT-sialografia e de imagens por ressonancia magné-
tica (IRM), é possivel estabelecer o diagnostico diferencial.

Todos os autores concordam que o cisto 6sseo de Stafne
nao precisa ser tratado por cirurgia e que os pacientes
devem ser acompanhados com estudos radiolégicos para o
tratamento da depressao 6ssea, porque essa € uma condicao
anatomica, e nao uma entidade patoldgica. O cirurgido
apenas devera pensar em uma bidpsia ou na exploracao
cirlrgica se o diagnostico for incerto ou se houver suspeita
de uma moléstia excepcionalmente incomum. No presente
caso, optamos pela exploracao cirlrgica devido aos acha-
dos de IRM, com a deficiéncia anatomica. O resultado
da histopatologia revelou uma doenca evolutiva (ectopia
de glandula parétida) que, até onde vai nosso conheci-
mento, é o primeiro caso descrito na literatura em lingua
inglesa.

Conclusao

O cisto dsseo de Stafne é uma entidade anatémica benigna
rara, observada sobretudo como uma depressao lingual pos-
terior da mandibula. Em nosso caso, o cisto estava associado
a tecido glandular parotideo aberrante mas bem organizado,
originario do deslocamento das bolsas faringeas. Com res-
peito a esse caso e a casos precedentes, devem ser obtidos
estudos de imagem para que seja eliminada a possibilidade
de outras doencas potencialmente perigosas.
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