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Resumo

Os osteolipomas consistem em uma variacdo metaplasica do lipoma, que sdo considerados muito raros quando
apresentados em localizag&o intra-Gssea na regido de cabeca e pescoco. Usualmente, apresentam-se como uma massa
indolor de crescimento lento que, quando bem diagnosticados e tratados, apresentam bom progndstico satisfatorio e
baixas taxas de recidiva. Objetivou-se relatar o caso de uma paciente do sexo feminino, 49 anos de idade, que
compareceu ao ambulatério queixando-se de uma lesdo indolor em maxila, descoberta a partir de radiografia
panoramica realizada com finalidade de documentacdo ortoddntica. Os exames por imagens mostraram massa
irregular bem definida, moderadamente calcificada de aspecto heterogéneo, que se projetava da cortical interna da
parede anterior da maxila esquerda, para o interior do seio maxilar homolateral, sendo sua porcdo central hipodensa
circundada por tecido de hiperdensidade maior. Apds realizacdo de bidpsia incisional e obtencdo de resultado
histopatolégico de osteolipoma, foi programada a resseccdo da lesdo, em ambiente hospitalar, sob anestesia geral,
empregando a técnica de osteotomia tipo Le Fort I. O material foi novamente enviado para analise histopatologica,
confirmando o diagndstico de osteolipoma. Sob acompanhamento pds-operatdrio de 12 meses, a paciente evolui sem
queixas ou sinais clinicos e radiograficos de recorréncia da lesdo. O correto diagnostico é de relevante importancia
para a escolha da melhor abordagem para o tratamento definitivo das lesdes. O emprego da osteotomia do tipo Le Fort
I permitiu ndo apenas uma visdo direta da &rea envolvida facilitando a remogdo completa da lesdo, mas também
preservou a estrutura da maxila.

Palavras-chave: Lipoma; Osteotomia maxilar; Osteotomia de Le Fort; Cirurgia maxilofacial; Cabeca e pescoco.
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Abstract

Osteolipomas consist of a metaplastic variation of lipoma, which are considered very rare when presented in an
intraosseous location in the head and neck region. They usually present as a painless, slow-growing mass that, when
properly diagnosed and treated, have a satisfactory prognosis and low recurrence rates. This paper aims to report the
case of a 49-year-old female patient, who attended the clinic complaining of a painless lesion in the maxilla,
discovered through a panoramic radiograph performed for orthodontic documentation purposes. Imaging exams
showed a well-defined irregular mass, moderately calcified with a heterogeneous appearance, projecting from the
inner cortex of the anterior wall of the left maxilla into the ipsilateral maxillary sinus, with its central portion
hypodense and surrounded by tissue of greater hyperdensity. After performing an incisional biopsy and obtaining a
pathological result of osteolipoma, resection of the lesion was scheduled in a hospital setting using the Le Fort |
osteotomy technique. The material was again sent for histopathological analysis, confirming the previous diagnosis.
Under 12 months of postoperative follow-up, the patient showed no complaints or clinical and radiographic signs of
lesion recurrence. The correct prior diagnosis is significant for choosing the best approach for the definitive treatment
of lesions. The use of Le Fort | osteotomy not only allowed direct visualization of the involved area, facilitating
complete removal of the lesion, but also avoided unnecessary destruction of the maxilla structure.

Keywords: Lipoma; Maxillary osteotomy; Le Fort osteotomy; Maxillofacial surgery; Head and neck.

Resumen

Los osteolipomas consisten en una variante metaplasica del lipoma, siendo considerados muy raros cuando se
presentan en localizacién intradsea en la region de cabeza y cuello. Usualmente, se presentan como una masa indolora
de crecimiento lento, que, cuando son bien diagnosticados y tratados, presentan un pronostico satisfactorio y bajas
tasas de recurrencia. El objetivo de este trabajo es relatar el caso de una paciente del sexo femenino, de 49 afios, que
acudio al consultorio relatando una lesion indolora en la maxila, descubierta a partir de una radiografia panoramica
realizada con fines de documentacién ortoddntica. Los examenes de imagenes mostraron una masa irregular bien
definida, moderadamente calcificada y de aspecto heterogéneo, que se proyectaba desde la cortical interna de la pared
anterior de la maxila izquierda hacia el interior del seno maxilar homolateral, siendo su porcién central hipodensa,
rodeada de tejido con mayor hiperdensidad. Después de realizar una biopsia incisional y obtener un resultado
histopatolégico de osteolipoma, se programé la reseccidn de la lesién en un entorno hospitalario, bajo anestesia
general, empleando la técnica de osteotomia tipo Le Fort |. EI material fue nuevamente enviado para analisis
histopatolégico, confirmando el diagndstico de osteolipoma. Con un seguimiento postoperatorio de 12 meses, la
paciente evoluciond sin quejas o signos clinicos y radiogréaficos de recurrencia de la lesion. El diagnostico correcto es
de relevancia para elegir el mejor enfoque para el tratamiento definitivo de las lesiones. El uso de la osteotomia tipo
Le Fort | no solo permitié una vision directa del area involucrada, facilitando la remocién completa de la lesion, sino
que también preservo la estructura de la maxila.

Palabras clave: Lipoma; Osteotomia maxilar; Osteotomia de Le Fort; Cirugia maxilofacial; Cabeza y cuello.

1. Introducéo

O osteolipoma é uma neoplasia benigna definida como uma variagdo histopatoldgica do lipoma classico. E assim
denominado por tratar-se de um tumor heterogéneo composto por tecido adiposo e tecido 6sseo. E uma lesdo de caréter
assintomatico e crescimento lento, que apresenta maior incidéncia em 0ssos longos, sendo rara na regido oral e maxilofacial
(Dutescu et al., 1973).

Quando presente na cavidade oral, assume localizagdo submucosa indolor, com coloragcdo semelhante & mucosa
normal adjacente e firme a palpagdo (Adebiyi et al., 2011). Imaginologicamente tem sido relatado como uma lesdo mista, de
bordas irregulares e bem definidas, constituido por material hipodenso/radiolicido associado a areas de
hiperdensidade/radiopacidade (Bowers et al., 2020).

Histologicamente é composto por tecido adiposo maduro entremeado por tecido 6sseo também maduro, além de
células désseas em atividade, caracteristica que o define microscopicamente como um lipoma com metaplasia dssea (Morais et
al. (2023; Dutescu et al., 1973). A patogénese desse tumor é ainda pouco esclarecida, porém algumas teorias relacionadas a
trauma local frequente e diferenciacdo celular tém sido citadas (Castilho et al., 2004).

De modo geral, os osteolipomas sdo tratados através de excisao cirdrgica completa que, quando bem planejada e
executada, culmina em resultados satisfatorios e auséncia de recidivas (Castilho et al., 2004). Os osteolipomas localizados em
submucosa, podem ser facialmente excisados através de acesso direto por meio de incisdo na mucosa (Adebiyi et al., 2011).
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Em casos em que essas lesdes apresentam localizacdo intra-dssea, técnicas cirurgicas alternativas devem ser consideradas com
0 intuito de promover acesso adequado, ao passo que preserva e evita grandes perdas estruturais dos 0ssos envolvidos (Abdalla
et al, 2007).

Assim, a osteotomia tipo Le Fort I, técnica amplamente utilizada na correcdo de deformidades dentofaciais
(Drommer, 1986), é vista como alternativa segura e eficiente, que possibilita visualizagdo e remocédo de lesGes de dificil
acesso, sendo possivel posterior reposicionamento maxilar e manutencéo da oclusdo inicial (Korpi et al., 2009).

Nesse contexto, o presente trabalho tem o objetivo de relatar um caso de osteolipoma presente em maxila, com

projecdo para o interior do seio maxilar esquerdo, tratado cirurgicamente através da técnica de ostetomia tipo Le Fort I.

2. Metodologia

Trata-se de um estudo descritivo, com abordagem qualitativa, do tipo relato de caso (Pereira et al., 2018). O substrato
para a criagdo do relato de caso foi obtido durante as consultas de acompanhamento com a paciente no Hospital Universitério
Walter Cantidio — Complexo Hospitalar da Universidade Federal do Ceara, em Fortaleza. Este estudo teve parecer

consubstanciado favoravel do Comité de Etica em Pesquisa com Seres Humanos com CAAE 84431424.0.0000.5045.

3. Relato de Caso

Paciente do sexo feminino, 49 anos de idade, leucoderma, normosistémica, compareceu ao ambulatério de Cirurgia e
Traumatologia Buco-Maxilo-Facial para avaliacdo de lesdo assintomatica em maxila esquerda, a qual foi percebida a partir de
uma radiografia panordmica realizada com finalidade ortodéntica.

O exame fisico extraoral ndo apresentou altera¢6es dignas de nota (Figura 6, A). A oroscopia mostrou abertura bucal
satisfatoria, auséncia de dentes anterossuperiores, aparelho ortoddntico em posi¢cdo em arcadas superior e inferior, ocluséo
estavel e mucosa integra, sem sinais de abaulamento 6sseo nos fundos de vestibulo maxilar e mandibular.

Em radiografia panordmica inicial observou-se a presenca de uma lesdo irregular mista em maxila, associada ao seio

maxilar esquerdo, bem delimita e sem a presenca de dentesenvolvidos (Figura 1).

Figura 1 — Radiografia panoramica inicial.

Fonte: Servico CTBMF (2023).

Foi solicitada tomografia computadorizada da regido que evidenciou crescimento intradsseo de aspecto heterogéneo,

que se projetava da cortical interna da parede anterior da maxila do lado esquerdo para o interior do seio maxilar ipsilateral,
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bem delimitada e medindo cerca de 3cm em seu maior didmetro (Figura 2), levantando hipétese diagndstica de displasia

fibrosa.

Figura 2 — Tomografia computadorizada pré-operatéria (cortes axial, coronal e sagital).

Fonte: Servico CTBMF (2023).
Diante deste quadro, optou-se pela realizagdo de uma bidpsia incisional da lesdo em centro cirdrgico, sob anestesia
geral. Assim, ap0s acesso unilateral transoral a maxila e através de osteotomia, foi confeccionada uma janela dssea na parede

anterior da maxila esquerda, permitindo acesso a lesdo e remog¢do da amostra cirdrgica (Figura 3).

Figura 3 — Biopsia incisional.

Fonte: Servico CTBMF (2023).

A andlise histopatoldgica evidenciou presenga de tecido heterogéneo, caracterizado pela deposicdo de multiplos
blocos de adipdcitos permeados por vasos sanguineos e circundados por tecido 6sseo levando ao diagnostico histopatolégico

de osteolipoma (Figura 4).
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Figura 4 — Microfotografia em aumento de 20x de lamina corada com eosina e hematoxilina, mostrando a presenc¢a de 0sso

lamelar entremeado por tecido adiposo maduro, corroborando com o diagnéstico de osteolipoma.

Fonte: Laboratério de Patologia Bucal Universidade Federal do Ceara (2023).

Com base nos achados, foi programada uma segunda abordagem cirdrgica em centro cirdrgico para remogao completa
da lesdo. Visando o acesso e visualizagdo adequados da lesdo, optou-se pela realizagcdo de uma osteotomia do tipo Le Fort 1.
Inicialmente, foi realizado blogueio maxilo-mandibular com fio de aco, com o propdsito de garantir a manutengdo da oclusao
prévia da paciente. Tendo sido realizado acesso transoral bilateral a maxila e previamente a realizagdo da osteotomia e ao
down-fracture, 4 placas em “L” do sistema de fixagdo 2.0mm foram posicionadas e as perfuragdes foram realizadas de modo a

demarcar a posicao original a qual a maxila deveria ser reposicionada posteriormente (Figura 5).

Fonte: Servico CTBMF (2023).

Assim, seguiu-se a osteotomia, onde foi conseguido amplo acesso aos seios maxilares, visualizagdo nitida da lesdo e
remogao adequada. Com o intuito de remocao de qualquer resquicio lesional, foi realizada ostectomia periférica da cortical
interna da parede anterior da maxila e irrigagdo abundante com soro fisiologico. Ao final da exérese, foi realizado o
reposicionamento da maxila e a osteossintese foi realizada de acordo com o planejamento e demarcagdes prévias. Observou-se
boa evolucdo clinica pos-operatéria, sem a presenca de quadros de infeccdo ou deiscéncia das suturas.

Sob acompanhamento pos-operatério de 12 meses, a paciente evolui em um bom estado geral de salde, sem queixas
relacionadas ao procedimento cirdrgico e com as fungBes preservadas. O exame fisico extraoral apresenta contornos faciais
dentro dos padrfes de normalidade, sem qualquer tipo de assimetria (Figura 6, B). O exame fisico intraoral apresenta oclusao
estavel, reabilitacdo protética em regido anterior da maxila, cicatrizacéo satisfatdria da mucosa e auséncia de qualquer sinal de
abaulamento 6sseo ou dor a palpacéo.
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Figura 6 — Exame fisico extraoral inicial e 12 meses de acompanhamento.

Fonte: Arquivo dos Autores.

Em exames por imagem, observam-se materiais de sintese Ossea bem-posicionados e auséncia de sinais
imaginoldgicos de recidiva do processo patolégico O presente caso serd mantido sob proservagdo por tempo indefinido (Figura
7).

Figura 7 — Exames imaginol6gicos de 12 meses de acompanhamento.

Fonte: Servico CTBMF (2024).

4. Discussao

O osteolipoma é uma lesdo benigna que associa componentes 6sseos e células sanguineas dentro de um tumor maior
composto de tecido adiposo maduro, sendo definido como uma variag8o rara do lipoma (Dutescu et al., 1973). A patogénese
dessa variagdo ¢ ainda pouco esclarecida, porém algumas teorias tém sido propostas na literatura. Uma delas sugere a presenca
de um lipoma antigo de grandes dimensdes, submetido a traumatismo local repetitivo, gerando isquemia intratumoral, e
consequente deposi¢do de célcio (Ohnoet al., 1998).

Outra possibilidade estaria relacionada a diferenciacdo de células multipotentes ou de células de diferentes linhagens
com capacidade de diferenciacdo em osteoblastos, lipoblastos, condroblastos e fibroblastos, levando a formacdo de uma lesdo
mista, com células bem diferenciadas e a presenca de tecidos que comumente ndo seriam encontrados no mesmo local (Weiss
& Goldblum, 2001). Essas caracteristicas heterogéneas foram visualizadas na andlise histopatoldgica desse caso, onde a
presenca de tecido adiposo entremeado por tecido 6sseo concluiu o diagnéstico de osteolipoma.

Os osteolipomas sdo lesGes que acometem geralmente pacientes adultos, com maior prevaléncia no tronco e membros
superiores, sendo muito raros em regido de cabeca e pescoco e ainda mais incomuns em cavidade oral, representando cerca de
1 a 4% dos casos (Omonte et al., 2015). Considerando alguns dos casos encontrados na literatura as areas de maior
acometimento da regido maxilofacial sdo a mucosa bucal, os rebordos alveolares, a mucosa alveolar e o assoalho bucal (Tabela
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1). Raramente acometem o trato nasossinusal, sendo este caso, portanto, o primeiro a relatar um osteolipoma em seio maxilar,
até o presente momento.

Nesse sentido, quanto a localizacdo em cavidades 6sseas da face, apenas o caso relatado por Abdalla et al. (2007)
evidenciou a presenca dessa lesdo em seios frontal e etmoidal, o qual foi tratado cirurgicamente por via endoscopica, tendo
sido a lesdo removida de forma parcial em virtude de sua extensdo para o interior do seio frontal. Posteriormente, Durmaz et
al. (2009) relatou um caso de osteolipoma em nasofaringe, com acometimento do palato mole, que foi ressecado totalmente
por cirurgia via endoscdpica. Ambos os casos ndo relataram envolvimento dos seios maxilares.

Apesar de, a principio, tratar-se de lesdes assintomaticas, quando envolvem estruturas nasossinusais podem interferir
na funcdo respiratdria, por meio da compressdo decorrente do crescimento exacerbado (Durmaz et al., 2009; Abdalla et al,
2007). No caso aqui apresentado, embora a lesdo tenha alcancado dimensdes consideraveis, encontrava-se limitada a cavidade
sinusal, 0 que ajuda a explicar a auséncia de sintomas respiratorios.

No contexto assintomatico da doenca, a literatura revela que existe um largo intervalo de tempo entre o surgimento da
lesdo e a procura de atendimento pelo paciente (Bowers et al., 2020; Adebiyi et al., 2011). Este fato é, em parte, consistente
com o presente caso, visto que considerando tratar-se de uma leséo de crescimento lento, os sinais clinicos e radiograficos aqui
presentes indicaram extenso periodo de desenvolvimento da lesdo visto o alcance de suas proporcbes. Ndo obstante, vale
ressaltar que a auséncia de sinais perceptiveis pela paciente também a levou a busca tardia pelo tratamento.

Os exames de imagem sdo ferramentas importantes no diagndstico e diferenciacdo das lesdes da face, assim como na
definicdo do local e tamanho exatos da lesdo. Caracteristicas como hipodensidade (&reas sugestivas de tecido mole) e
hiperdensidade (&reas sugestivas de calcificacdo) presentes na mesma lesdo, levaram & hip6tese diagndstica de leséo fibro-
Ossea no presente caso. No entanto, lesBes fibro-6sseas geralmente seguem um curso onde a calcificagdo acontece da periferia
para o interior da lesdo (Ohnoet al., 1998). Ao contréario disto, macroscopicamente, neste caso, foi observada uma peca
cirtrgica externamente constituida por um tecido amarelado com aspecto gorduroso e conteido interno firme a manipulagéo.

O tratamento preconizado para osteolipomas, segue 0s critérios estabelecidos para tratamento de lipomas
convencionais e, portanto, consiste na excisao cirargica completa da lesdo (Saghafi et al., 2008; Weiss & Goldblum, 2001).
Desse modo, a grande maioria dos artigos aqui revisados, como aponta a Tabela 1, citam um tratamento cirdrgico direto
através da incisdo, descolamento e divulsdo da mucosa sobrejacente a lesdo, levando em consideracdo sua superficialidade na
mucosa oral e facil acesso, diferente do caso relatado neste estudo, onde um acesso intradsseo profundo se fez necessario.

Dentre as possibilidades de abordagem cirdrgica, lesdes tumorais da maxila geralmente podem ser removidas atraves
de ostectomia direta do bloco tumoral, cirurgia endoscopica, técnica de Caldwell-Luc e osteotomia tipo Le Fort | (Abdalla et
al, 2007; Leite Segundo et al., 2007; Laureano Filho et al., 2004). A eleicdo da técnica a ser empregada dependerd da
localiza¢do e tamanho da leséo.

Embora a técnica de Caldwell-Luc seja mais amplamente utilizada na remocéo de corpos estranhos e tumores nos
seios maxilares, estd também associada a formacgdo de maiores defeitos estruturais formados na parede anterior da maxila
quando grandes lesdes precisam ser removidas (Korpi et al., 2009). A falta de reparo ou reconstrucdo desses defeitos e
manutencdo do espaco vazio pode levar ao colabamento dos tecidos moles sobrejacentes (Leite Segundo et al., 2007). Além
disso, essa € uma técnica limitrofe quando da necessidade de remocdo de lesdes de tamanhos consideraveis e muito
posteriormente localizadas. (Soares et al., 2013)

A técnica cirlrgica de osteotomia tipo Le Fort | é geralmente utilizada no tratamento de condi¢fes que envolvem
anomalias dsseas da maxila e deformidades dentofaciais, sendo uma das etapas da cirurgia ortognatica. No entanto, em casos
com as caracteristicas relatadas neste trabalho, esta técnica pode vir a ser indicada (Raghunath & Sharanesha Manjunath,
2015).
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A osteotomia Le Fort | foi, com finalidade de resseccdo de lesbes maxilares, foi incialmente documentada em 1861
por Langenbeck, quando foi utilizada na remocdo de um tumor em fossa pterigopalatina. Logo, foi seguido por Cheever em
1867 que a utilizou com a finalidade de remocdo de lesdo benigna em regido posterior da maxila. Esta técnica tem sido
empregada no decorrer do tempo para a tratamento de diferentes lesGes como um odontoma complexo por Korpi et al., em
1988 e para o tratamento de um extenso fibroma ossificante em maxila por Soares et al., em 2012. Porém, considerando que
ndo ha evidéncias na literatura sobre a presenca de osteolipomas em seios maxilares, nenhum achado bibliografico relatou o
uso dessa técnica para a remocao da lesdo em questdo, sendo este o primeiro.

E uma técnica que garante acesso a lesdes profundamente localizadas na maxila, onde a altura da linha de osteotomia
pode ser planejada de acordo com a localizacdo da lesdo. Possibilita reposicionamento anatémico adequado da maxila,
minimizando a formacdo de defeitos 6sseos e consequente necessidade de reconstrucdo 6ssea imediata ou tardia (Soares et al.,
2013). No que diz respeito as complicacBes dessa técnica, pode-se afirmar que acontecem de forma rara quando seu
planejamento e execucdo ndo sdo realizados de maneira apropriada ou quando se observam alteracdes ou atipias morfologicas
da maxila, e incluem sangramento intenso e fraturas indesejaveis, que podem ser evitadas quando um estudo adequado do caso
e um bom planejamento pré-operatérios sdo realizados (Hoffman & Islam, 2008).

Por tratar-se de uma técnica cirdrgica segura, rotineira e de baixa morbidade pds-operatdria, que proporciona a
manutencdo da oclusdo inicial do paciente (Soares et al., 2013; Laureano Filho et al., 2004), optou-se pela sua utilizacdo no
caso relatado, objetivando acesso e visualizagdo adequados da lesdo. Além do mais, as caracteristicas e a localizacdo da lesdo
ndo justificavam indicacdo de realizagdo de acessos extraorais ao terco médio da face, garantindo um bom resultado estético
pos-operatorio. A ressec¢do, via osteotomia do tipo Le Fort I, foi escolhida no presente caso por permitir uma visdo direta da
lesdo, favorecendo a remogdo completa com 0 minimo de dano as estruturas sadias circunvizinhas.

Embora o osteolipoma seja caracterizado pela capacidade de adesdo as estruturas adjacentes, por tratar-se de uma
lesdo benigna, ndo infiltrativa e bem delimitada, apresenta taxas nulas de recidiva (Raviraj et al., 2016; Fregnani et al., 2003).
Aliado a isto, a facil clivagem e o favorecimento da remogéo cirdrgica completa, da peca tumoral, visto em grande parte dos
trabalhos, anula as taxas de recorréncia. Apesar desses fatores, em razdo da raridade da lesdo, deve-se considerar a escassez de
informacdes clinicas pertinentes e de estudos longitudinais disponiveis com acompanhamentos pds-operatérios prolongados.

Na Tabela 1 estdo sistematizados a revisao de literatura utilizada.

Tabela 1 — Revisdo de osteolipomas localizados em regies bucomaxilofacial e trato nasossinusal e suas respectivas formas de

tratamento

AUTOR/ANO LOCALIZACAO TRATAMENTO

Castilho et al. 2004 Mucosa bucal Excisdo cirrgica

Abdalla et al. 2007 Seios frontal e etmoidal Remocdo cirlrgica endoscdpica parcial
Saghafi et al. 2008 Mucosa alveolar inferior Excisdo cirrgica

Durmaz et al. 2009 Nasofaringe Remocéo cirrgica endoscopica total
Adebiyi et al. 2011 Palato duro Excisdo cirrgica

Omonte et al. 2015 Mucosa bucal Excisdo cirrgica

Raghunath; Manjunath, 2015 Assoalho bucal Excisdo cirrgica

Firth; Allsobrook; Patel, 2017 Mucosa bucal Excisdo cirlrgica

Karabas et al. 2021 Mucosa alveolar Excisdo cirrgica

Fonte: Autoria propria.
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5. Considerac0es Finais

Os osteolipomas sdo lesBes benignas raramente encontradas na regido maxilofacial que, quando presentes, podem
alcancar grandes proporcgdes em virtude de sua caracteristica assintomatica.

A exérese da lesdo empregando a osteotomia do tipo Le Fort | mostrou-se efetiva na resseccdo da lesdo,
proporcionando excelentes resultados estéticos e funcionais.

Embora considerado um tumor benigno, o osteolipoma exige um acompanhamento longinquo e monitoramento

rigoroso devido ao pouco conhecimento da literatura a respeito do seu prognostico.
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