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Hybrid surgery in excision of a Shamblin Il glomus tumor
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Resumo

O tumor glémico é uma neoplasia benigna rara originada de células paraganglionares da crista neural que se desenvolve
na camada adventicia do vaso. Sdo tumores ndo encapsulados e altamente vascularizados. Paciente feminina, 64 anos,
foi diagnosticada com tumor glémico hipervascularizado com 5 cm posteriormente a bifurcagéo carotidea esquerda e
oclusdo de carétida contralateral. Optou-se por realizar embolizagdo através de acesso endovascular seguida de pungdo
percutdnea direta, guiada por angiografia, para preenchimento da area remanescente. Ap6s embolizagao, realizou-se a
exérese cirlirgica do tumor com menor sangramento e maior facilidade para encontrar o plano de clivagem das estruturas
adjacentes. Em acompanhamento tardio, a paciente apresenta-se sem recidiva tumoral. O tumor foi classificado como
pertencente ao grupo Shamblin II, o qual inclui tumores apresentando de 4 a 6 cm com insercao arterial moderada.
Atraveés dessa dupla abordagem, foi possivel notar uma redugéo relativa do sangramento intraoperatério e facilitagéo
de identificagéo do plano de clivagem, colaborando para sua exérese e evitando o pingamento cirurgico.
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Abstract

Glomus tumors are rare benign neoplasms originating from paraganglionic cells of the neural crest developing in
the adventitious layer of the vessel. They are nonencapsulated and highly vascularized. A 64-year-old female patient
was identified with a hypervascularized glomus tumor measuring 5 cm, posterior to the left carotid bifurcation and
contralateral carotid occlusion. We performed preoperative embolization via endovascular access followed by direct
percutaneous puncture, guided by angiography, to fill the remaining area. After embolization, surgical excision of the
tumor was performed with reduced bleeding and it was easier to find the cleavage planes to adjacent structures. At late
follow-up, the patient is free from tumor recurrence. The tumor was classified as Shambilin II, measuring 4 to 6 cm with
moderate arterial insertion. Through this double approach we observed a relative reduction in intraoperative bleeding
and improved identification of the cleavage plane, facilitating excision and avoiding surgical clamping.
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INTRODUCAO

O tumor gldmico ¢ uma neoplasia benigna rara
originada de células paraganglionares da crista neural e
desenvolve-se na regido paravertebral, podendo afetar
Vasos sanguineos cervicais, nervos cranianos € o sistema
nervoso autébnomo, com incidéncia de 1:30.000'2.
Esse tumor representa 60-70% dos paragangliomas de
cabegca e pescoco, ¢ altamente vascularizado e, embora
seja bem delimitado, ndo é encapsulado; além disso, a
proximidade com estruturas importantes como nervos
e a vascularizag@o intensa dificulta sua ressec¢do®.
A suspeita diagnostica ocorre através da avaliacao
clinica, com altera¢des autondmicas, e/ou de exames
de imagem como angiotomografia (padrao ouro), com
a presenga do sinal da lira e intensa vascularizagdo
no local da lesdo, e eco-Doppler evidenciando uma
massa vascularizada na regido da bifurcagao carotidea.
Além disso, a angiotomografia e a angiorressonancia
identificam a localizagdo, a extensdo, a correlagdo
com estruturas adjacente e a natureza vascular do
tumor’. A confirmagao dessa comorbidade €é realizada
através de exame imuno-histoquimico revelando a

Cirurgia hibrida no tumor glémico carotideo

presenca de multiplos neuropeptideos hormonais
como serotonina, gastrina, substancia P, somatostatina,
e a enolase neurdnio-especifica, sendo esta ultima a
enzima mais fidedigna para o diagndstico.

O tumor glémico carotideo ¢ de dificil diagndstico,
devido ao seu lento crescimento e a sua progressao
assintomatica'2. O tratamento ¢ cirtirgico e deve ser
realizado de forma precoce e associado a embolizagdo
pré-cirurgica, a fim de otimizar o procedimento através
da desvascularizac¢do do tumor®.

DESCRIGAO DO CASO

Paciente do sexo feminino, 64 anos, queixando-se
de nddulo cervical, apresentou ao eco-Doppler
colorido um nédulo grande posterior a bifurcagdo
carotidea esquerda e uma ligadura da artéria carétida
comum direita realizada em procedimento cirirgico
prévio; apesar disso, a paciente era assintomatica
neurologicamente. Foi realizada arteriografia (Figura 1 A),
que identificou um tumor glomico hipervascularizado
medindo 5 cm em seu maior diametro, de localizagao
posterior a bifurcagdo carotidea esquerda e nutrido

-

NODULQ

Figura 1. (A) Reconstrugdo 3D de angiotomografia evidenciando ocluséo de carétida direita e artéria vertebral vicariante;
(B) Reconstrugdo 3D de angiotomografia evidenciando tumor glémico a esquerda em bifurcagdo carotidea; (C) Eco-Doppler
mostrando nédulo hipervascularizado entre carétida interna e externa esquerda; (D) Corte axial de angiotomografia evidenciando
tumor glémico hipervascularizado a esquerda e oclusio de carotida a direita.
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preferencialmente pela artéria faringea ascendente,
concomitante com oclusdo de artéria cardtida direita
(Figuras 1B, 1C e 1D). Além disso, foi observado um
aneurisma sacular de 4 mm na artéria oftalmica esquerda.
A paciente relatou cirurgia cervical dermatologica
prévia a direita, em que teve complicagdes e ficou
internada em regime de terapia intensiva; porém, nao
possuia relatorio ou histérico detalhado do evento.
Com o diagnostico imageologico de tumor glomico e
oclusdo carotidea contralateral, optou-se pela ressec¢do
do tumor precedida por embolizagdo pré-operatoria.

Foi realizada embolizacdo com infusdo do agente
embolico/copolimero Onyx® (Covidien, Irvine, CA,
USA) 2 dias antes da cirurgia, por cateterizagao
superseletiva da artéria nutridora do tumor, localizada
na bifurcagdo carotidea.

Atécnica da “panela de pressdo” (Figuras 2B e 3) foi
realizada através da pungdo da artéria femoral, sendo
cateterizada seletivamente a artéria carotida comum
esquerda (Figura 2A). Em seguida, posicionou-se um
microcateter 1.3-F Marathon® (Covidien, Irvine, CA,
USA) na artéria faringea ascendente, ocluindo-a na
regido proximal. Distalmente a esse microcateter, foi
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posicionado outro microcateter 1.5-F Apollo® (Covidien,
Irvine, CA, USA), que tem como caracteristica o
destacamento mecanico de sua ponta distal. A partir
deste wltimo, foi realizada a injegdo de Onyx® até a
ocorréncia de refluxo arterial identificado na fluoroscopia
(Figura 2B). Em seguida, foi injetada cola Gluebran®
pelo microcateter 1.3-F para fixagdo da ponta do
microcateter Apollo® e oclusdo arterial para evitar o
refluxo para artéria carotida. Assim, com a obstrugao
da artéria faringea ascendente, foi retomada a infusao
do copolimero pelo cateter Marathon® para progressao
anterograda e preenchimento da lesdo hipervascular
(Figuras 3A, 3B e 3C). Como néo houve preenchimento
completo do tumor hipervascularizado (Figura 3C)
apos a embolizacdo endovascular, foi realizada pungio
percutanea direta do tumor glomico em area nio
preenchida, com agulha 22G, guiada por roadmap e
fluoroscopia, sendo realizada nova embolizagio de
polimero, agora percutanea direta, preenchendo os
espacos remanescentes (Figuras 2C, 4 e 3D).

Trés dias apds a embolizagdo, procedeu-se com
exérese cirurgica, que ocorreu através de uma incisao
cervical longitudinal esquerda tipica de endarterectomia

Figura 2. (A) Angiografia pré-embolizagdo evidenciando tumor hipervascularizado e sinal da lira em carétida esquerda; (B) Cateterizagéo
superseletiva de tumor glémico e embolizagdo pela técnica da “panela de pressdo”; (C) Pungéo direta externa de tumor glémico
com embolizagéo.
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Figura 3. Técnica da “panela de pressao” para embolizagdo:
(A) Passagem de dois microcateteres, sendo um de ponta
destacavel até artéria nutridora do tumor, e liberagido de
cola pelo cateter mais distal para fixagdo da ponta do cateter
proximal a leséo e criagdo de efeito “rolha”; (B) Embolizagéo de
tumor vascularizado com Onyx® através de cateter proximal a
lesdo; (C) Retirada de ambos cateteres, sendo que a ponta do
cateter mais proximal a lesdo, fixada pela cola, é destacada e
permanece no vaso; (D) Pungao percutanea de tumor glémico
com preenchimento de area restante por polimero.

Figura 4. Arteriografia evidenciando tumor glémico puncionado
percutaneamente, logo ap6s embolizagdo com polimero.
A imagem arteriografica é utilizada como guia para pungao
segura do tumor.
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carotidea, a partir da qual foi possivel identificar ganglio
aumentado de tamanho e tecidos muito aderidos, com
sinais inflamatorios. Com a identifica¢o e o isolamento
de artérias e nervos, o tumor com aproximadamente
3 cmx 2 cm foi dissecado sem grandes sangramentos
ou lesoes arteriais, foram encontrados os planos de
disseccdo, e foi realizada uma hemostasia rigorosa
com ligaduras de vasos tumorais e de artéria faringea
ascendente (Figura 5). Apos a exérese, fixou-se um
dreno a vacuo de silicone maleavel e realizou-se
a aproximagdo dos planos de dissec¢do. O exame
anatomopatologico, em conjunto com a avaliagdo
imuno-histoquimica, evidenciou paraganglioma e
hiperplasia linfoide folicular de padrao reacional.
Inicialmente, no pos-operatorio imediato houve
um descontrole pressorico sistémico com picos
hipertensivos, sendo necessaria monitorizagao intensiva
por 5 dias. Apds esse periodo, a paciente apresentou
melhora gradual, com reducdo da necessidade de
anti-hipertensivos, recebendo alta 7 dias apds o
procedimento cirrgico. Seu pos-operatorio tardio
mostrou-se bom, sem eventos neuroldgicos, com
boa cicatrizag@o, sem estenose ou lesdes expansivas,
assim como auséncia de abaulamentos. Em reavaliagdo
apos 3 anos do procedimento, exame de imagem nao
mostrou qualquer sinal de recidiva (Figura 6).

DISCUSSAO

Devido a diversidade de corpos glomicos em nosso
organismo, os tumores dessas estruturas podem ser
encontrados em variados locais, sendo relatados na
regido subungueal’® e mais raramente em outras
regides como figado, estdbmago, pulmdes, 0ssos,
articulagdes, 6rgdos genitais, sistema nervoso central e
vasos sanguineos. O tumor glomico carotideo surge de
células paraganglionares e desenvolve-se na camada
adventicia do vaso, na bifurcagdo da artéria carotida
comum, em localizagdo posteromedial. Embora sejam
bem delimitados, sdo tumores ndo encapsulados ¢
altamente vascularizados por ramos da artéria carotida
externa e seus vasa vasorum>*>!1,

Geralmente, os pacientes relatam a presenca de
massa indolor palpavel na regido lateral do pescoco
como manifestagio inicial. Exames de imagem como
tomografia computadorizada e eco-Doppler colorido
da regido cervical mostram o tumor e seus limites,
fornecendo informagdes sobre o estadiamento e
auxiliando na escolha do tratamento. Apds uma série de
estudos de casos, em 1971, Shamblin et al. publicaram
uma classificacdo para os tumores glémicos de acordo
com o seu tamanho e a sua invasdo na parede do
vaso'2!3. Tumores classificados como pertencentes
ao grupo I sdo relativamente pequenos (< 4 cm) e
minimamente ligados aos vasos carotideos; portanto,
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Figura 5. (A) Imagem intraoperatéria mostrando tumor glémico aderido entre cardtida interna e externa; (B) Imagem apos
exérese de tumor glémico.

SO

Figura 6. (A) Angiografia de controle evidenciando resultado final da embolizagao; (B) Reconstrugdo 3D de angiotomografia tardia
apos 3 anos do procedimento cirlirgico.
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comumente podem ser ressecados sem dificuldades.
O grupo II engloba neoplasias maiores (4-6 cm) que
apresentam insercao arterial moderada. Os tumores
classificados como grupo III sdo grandes (> 6 cm) e
encarceram as carotidas, sendo necessaria a ressecgao
em bloco com bifurcagdo carotidea e a realizagdo
de revascularizagdo com veia safena ou protese!>!*.
No caso apresentado, o tumor foi classificado como
pertencente ao grupo II, devido ao tamanho da
neoplasia e ao seu grau intermediario de aderéncia,
porém com a dificuldade adicional da oclusao de
car6tida contralateral.

Em 1980, Schick et al. relataram a primeira
embolizagdo bem sucedida de um tumor glomico seguida
por remogao cirtrgica. Foi realizada embolizacao das
artérias auriculares occipital e posterior e do tronco
tireocervical; a arteriografia pos-embolizagdo demonstrou
30% de diminuig¢do no tamanho do tumor'>'¢, Como
alternativa a embolizagao arterial, estudos demonstram
que a puncao direta de tumoragao hipervascularizada
também ¢ considerada segura!’. Embora a embolizagio
ndo seja um tratamento definitivo, a literatura aponta
que a retirada do tumor torna-se mais precisa apds a
embolizacdo, devido a desvascularizagao da neoplasia,
diminuindo o sangramento intraoperatdrio, fato que
possibilita uma melhor visualizagao das estruturas
adjacentes, evitando leséa-las e evidenciando o plano de
clivagem. A diminuigdo do sangramento intraoperatorio
¢ a maior facilidade de dissecg@o, embora subjetiva,
foi notada pelos cirurgides. Sahin et al. realizaram
um estudo com 12 pacientes operados para tumor do
corpo carotideo (cinco Shamblin I ¢ sete Shamblin IT)
que foram submetidos a embolizacdo pré-operatdria
percutanea direta permitindo uma melhor exérese'?.

O tumor glomico carotideo representa uma neoplasia
benigna rara hipervascularizada, que em alguns
casos apresenta sintomas compressivos, sendo sua
abordagem um desafio técnico, devido ao seu tamanho,
localizag@o e vascularizagdo. Portanto, a embolizagdo
prévia do tumor Shamblin II pode ser considerada
benéfica, devido ao decréscimo da vascularizagao
do tumor. Neste relato de caso, a estratégia adotada
evitou o pingamento carotideo, prevenindo isquemia
cerebral temporaria e permitindo a execug@o segura
da técnica cirurgica em tumor aderido aos planos de
clivagem. A dupla abordagem reduziu sangramentos e
facilitou a exérese tumoral, diminuindo assim os riscos
cirurgicos e tornando o pds-operatorio satisfatorio.

Porém, a decisdo de embolizacdo deve ser
individualizada de acordo com as necessidades do
paciente, levando em consideragao riscos e beneficios,
além da experiéncia dos profissionais que irdo participar
do procedimento.
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