Rev Bras Otorrinolaringol.
V.71, n.5, 570-5, set./Jout. 2005

ARTIGO ORIGINAL

* K

ORIGINAL ARTICLE

Parotidite recorrente da infancia:
estudo em longo prazo de cinco
casos e revisao da literatura
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Resumo

Parotidite recorrente (PR) € definida como inflamacio re-
corrente em glandula parétida, geralmente associada a sialectasia
nao-obstrutiva. A PR em criancas é uma condicao bem descri-
ta, porém rara ¢ com causa ainda incerta. Objetivo: Este estu-
do tem o propésito de: 1) descrever a evoluc¢ao de cinco casos
de PR com acompanhamento em longo prazo; 2) examinar os
achados ultra-sonograficos e sialogrificos nestes pacientes; e
3) realizar uma revisao de literatura sobre o tema. Forma de
estudo: estudo de série. Material e Método: Revisaram-se
os prontudrios, sialografias e ultra-sonografias das criangas aten-
didas na Divisao de Clinica Otorrinolaringolégica do Hospital
das Clinicas da EM.U.S.P. que se apresentaram com achados
clinicos tipicos de PR, com pelo menos 2 anos de evolucao da
doenca e mais de 1,5 ano de acompanhamento, totalizando
cinco casos. Essas criancas foram submetidas a sialografia de
glandula parétida dos lados acometidos e ultra-sonografia bila-
teral no inicio do acompanhamento, além de ultra-sonografia
anual. Os pacientes com parotidite recorrente demonstraram
uma preponderincia do sexo masculino e uma idade de apa-
recimento predominantemente entre trés e seis anos. A fre-
quiéncia das crises mostrou uma tendéncia a diminuicao com o
tempo. A sialografia mostrou alteracdes compativeis com
sialectasias em todos os casos e a ultra-sonografia, alteracoes
na textura geralmente com dreas hipoecéicas. A ultra-sonografia
do paciente acompanhado por tempo mais prolongado evo-
luiu para um padrao normal acompanhando o quadro clinico, o
que pode sugerir que este exame traz uma vantagem no acom-
panhamento da atividade da doenca.

/

Infantile recurrent parotitis:
follow up study of five cases
and literature review
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Summary

Recurrent parotitis (RP) is defined as recurrent parotid
inflammation, generally associated with non-obstrutive
sialectasis of the parotid gland. It is a rare condition, and
its aetiology remains an enigma. Aim: The purposes of
the present study were (1) to relate the follow up of five
RP cases; (2) to examine the role of sialography and
sonography in diagnosis and follow up; and (3) to make
a literature review. Study design: series review. Material
and Method: We reviewed all recurrent parotitis cases
from the files of the Otolaryngology Division at University
of Sao Paulo, Brazil. The criteria for inclusion were at least
two years of evolution and more than one year and half
follow-up in our service. There were included five children
in the study. Sialograhpy was performed in the first
evaluation and sonography was executed annualy. The
recurrent parotitis showed a male predomination, and
mainly affected children between the ages of 3 and 6.
Crisis frequence improved with time in all cases.
Sialography showed a sialectasis aspect in the affected
glands and sonographic exams demonstrated hipoecoic
and heterogeneous internal echoes. One case showed
regression of sonographic changes after clinical
improvement.
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INTRODUCAO

Parotidite recorrente (PR) € definida como inflama-
¢ao recorrente em glandula parétida, geralmente associada
com sialectasia nao-obstrutiva nesta glandula'. Também co-
nhecida como parotidite recorrente juvenil, esta doenca é
caracterizada por episodios recorrentes de aumento de vo-
lume e/ou dor em glandula parétida geralmente unilateral
(Figura 1), usualmente acompanhados de febre e mal-estar
geral’. Pode haver saida de saliva muco-purulenta através
do ducto a compressao da pardtida e muitas vezes o volu-
me de secrecio estd diminuido®. A idade de inicio tem sido
relatada com variacio de 8 meses a 16 anos’ e os sintomas
usualmente desaparecem espontaneamente apds a puber-
dade’.

A parotidite recorrente em criancas ¢ uma condi¢ao
bem descrita, porém rara e com causa ainda incerta. As teo-
rias mais aceitas procuram relacionar esta afeccao com uma
diminuicao do fluxo salivar que condiciona alteracoes na
estrutura dos ductos distais e predispoem a inflamacao
recidivante na glandula'. Outras teorias tentam associar esta
afeccao com infeccoes de vias aéreas superiores, alergias,
imunodeficiéncia, autoimunidade, sialectasias congénitas,
entretanto nenhuma delas conseguiu comprovar uma real
participacao na etiopatogenia’.

Os achados patologicos incluem dilatacoes
pseudocisticas dos ductos interlobulares, infiltracao linfocitaria

Figura 1. Abaulamento de regiao parotidea.

periductal, fibrose interacinar e varios graus de atrofia e fibrose
das glandulas acinares’.

Na maioria dos casos de PR, a sialografia revela
sialectasias, algumas vezes em combina¢io com alteracoes
ductais. O sialograma tem sido considerado o mais impor-
tante e acurado teste diagnéstico, porém tem algumas par-
ticularidades nao desejaveis, como a necessidade de expo-
sicao 2a radiacdo e a dificuldade na aplicacio em criancas.
Além disso, existem estudos controversos sobre achados
sialograficos no acompanhamento em longo prazo destes
pacientes. Nao ha critérios claros para definir quando um
paciente necessita ser seguido ou quando ele estd em fase
de recuperac¢ao®. Estudos recentes tém utilizado a ultra-
sonografia como um método de ficil acesso e nao-invasivo
na avalia¢ao das glandulas salivares®”. A ultra-sonografia ge-
ralmente mostra dreas hipoecoicas que correspondem as
sialectasias demonstradas na sialografia’. No entanto, ainda
existem poucas informacoes sobre o uso da ultra-sonografia
no diagndstico e acompanhamento de pacientes com PRY®,

Dessa maneira, o propdsito deste presente estudo é
de: 1) descrever a evolu¢io de cinco casos de PR com acom-
panhamento em longo prazo; 2) examinar os achados ultra-
sonogrificos e sialogrificos nestes pacientes; e 3) realizar
uma revisao de literatura sobre o tema.

MATERIAL E METODO

Revisaram-se os prontudrios, sialografias e ultra-
sonografias das criangas atendidas Divisao de Clinica Otorri-
nolaringoldgica do Hospital das Clinicas da EM.U.S.P. que se
apresentaram com achados clinicos tipicos de parotidite re-
corrente. Os pais ou responsaveis pelos pacientes assina-
ram termo de consentimento informado e o estudo foi apro-
vado pelo Comité de Etica do HCFMUSP. Foram seleciona-
dos para este estudo aqueles pacientes com pelo menos 2
anos de evoluc¢ao da doenca e mais de 1,5 ano de acompa-
nhamento. Estes pacientes foram avaliados pelo menos uma
vez a cada 3 meses no primeiro e segundo ano de acompa-
nhamento e pelo menos a cada 6 meses nos anos subse-
quentes. Cinco crian¢as adequaram-se aos critérios de inclu-
sao. Esses pacientes tinham entre 6 e 16 anos e eram todos
do sexo masculino. Essas criancas foram submetidas 2
sialografia de glandula parétida dos lados acometidos e ultra-
sonografia bilateral no inicio do acompanhamento, além de
ultra-sonografia anual. Em adicio, foram realizados hemo-
grama, ensaios para imunoglobulinas séricas, autoanticorpos
e proteinas inflamatorias.

DESCRICAO DOS CASOS

Caso 1

FDO, 16 anos, sexo masculino, branco, natural e resi-
dente em Sao Paulo-SP, apresentava episddios de dor em
regido parotidea esquerda, febre e abaulamento local desde
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os nove anos de idade. Evoluiu com um total de 24 crises e
esta hd aproximadamente um ano assintomatico (Tabela 1).
Estd em acompanhamento ha cinco anos e na sialografia de
entrada observaram-se imagens microcalculares junto as
extremidades canaliculares, microdiverticulos, ectasias ductais
terminais, compativeis com sialoadenite cronica. Foi encon-
trada textura heterogénea com dreas hipoecogénicas nas
quatro primeiras ultra-sonografias anuais da parétida esquer-
da (Figura 2A), além de linfonodos intraparotideos aumen-
tados nas duas primeiras. Estas alteracdes nao foram mais
evidenciadas na dltima ultra-sonografia, realizada apés oito
meses sem sintomas, que mostrou glindula dentro dos pa-
drées da normalidade (Figura 2B). A glindula parétida
contralateral apresentou aspecto normal na primeira ultra-
sonografia, ecotextura heterogénea na segunda e padrio
normal nas duas ultimas. Os ensaios para imunoglobulinas
séricas, autoanticorpos e proteinas inflamatorias mostraram-
se normais. O Hemograma revelou uma anemia hipocromica
e microcitica com Hb de 11.4 g/dl. O paciente recebeu
corticoide em baixas doses durante as crises com manuten-
cao do tratamento por quatro a seis semanas. Em algumas
crises, o paciente usou antiinflatérios nao-hormonais.

Caso 2

MVR, 10 anos, sexo masculino, branco, natural e resi-
dente em Sao Paulo-SP, apresentava crises de dor em regiao
parotidea esquerda, febre e abaulamento local desde os trés
anos de idade, além de drenagem de secreciao purulenta
pelo ducto da glandula parétida esquerda na primeira crise.
Evoluiu com um total de oito crises e esta ha aproximada-
mente trés anos assintomatico (Tabela 1). Estd em acom-
panhamento ha seis anos e na sialografia inicial observaram-
se multiplos microdiverticulos na periferia da glandula con-
ferindo a esta aspecto em “cacho de uva”, sugestivo de
sialoadenite crénica. Fez duas ultra-sonografias, uma no pri-
meiro e outra no terceiro ano de acompanhamento. Na pri-
meira, foram encontradas textura heterogénea, areas
hipoecogénicas e linfonodos intraparotideos aumentados em
glandulas pardtidas bilateralmente e aumento de volume da
glandula esquerda. Observaram achados semelhantes na
segunda ultra-sonografia, porém a linfonodomegalia
intraparotidea nao foi mais encontrada. Na avaliacao
laboratorial, o paciente apresentou deficiéncia de IgA, ele-
vacao dos niveis de IgG e IgE, ASLO aumentada ¢ alfa-2
microglogulina elevada. Fez tratamento com corticoide em

Tabela 1. Evolugao clinica dos pacientes com Parotidite Recorrente.

CASOS Idade Idade Tempo de Tempo de Numero 1 2° 3% 4° 5° 6° 7° Tempo
deinicio acompanhamento  evolugao desurtos ano ano ano ano ano ano ano sem crises
(em anos) (em anos) (em anos)
CASO 1 16 9 5 7 24 6 6 2 3 4 2 1 1
CASO 2 10 3 6 7 8 3 3 2 0 0 0 0 3
CASO 3 8 3 2,5 5,5 11 3 2 2 2 1 1 - 1
CASO 4 9 3 2,5 55 23 8 7 7 1 0 0 - 2
CASO 5 7 6 1,5 2 9 5 4 - - - - - 1/4

Figura 2A. Ultra-sonografia de FDO (caso 1). Exame inicial. Glandu-
la esquerda apresentando textura heterogénea e glandula direita
sem alteracoes.

aL.

PAROTIDA ESQ.

Figura 2B. Ultra-sonografia de FDO (Caso 1): Seis anos de evolu-
cao. Padrao normal.
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baixas doses durante os surtos, mantendo-o por um periodo
de quatro a seis semanas.

Caso 3

WFA, 8 anos, sexo masculino, branco, natural e resi-
dente em Sao Paulo-SP, apresentava episédios de dor e abau-
lamento em regidao parotidea esquerda e febre desde os
trés anos de idade. Teve uma crise aos sete anos de idade
que evoluiu com formacao de abscesso intraparotideo com
necessidade de drenagem cirtrgica e antibioticoterapia. Esta
em acompanhamento em nosso servico ha dois anos e meio,
evolui assintomatico ha aproximadamente um ano apos ter
apresentado um total de 11 crises (Tabela 1). Na sialografia
de entrada observaram-se multiplos microdiverticulos na
periferia da glindula esquerda conferindo aspecto em “ca-
cho de uvas”, compativeis com sialoadenite cronica. Fez
quatro ultra-sonografias que mostravam textura heterogé-
nea da glandula pardtida esquerda com dreas hipoecogénicas
e linfonodos submandibulares aumentados. A glandula
pardtida direita mostrou aspecto normal nas ultra-sonografias.
Nao foram observadas alteracdes nos ensaios para
imunoglobulinas séricas, autoanticorpos e proteinas inflama-
torias. O paciente recebeu tratamento com corticoide em
esquema semelhante aos utilizados nos casos supracitados.

Caso 4

RRL, 9 anos, sexo masculino, pardo, natural e resi-
dente em Sao Paulo-SP, apresentou 23 episodios de dor em
regiao parotidea esquerda, febre e abaulamento local desde
os trés anos de idade, e esta ha aproximadamente dois anos
assintomdtico (Tabela 1). Estd em acompanhamento hd trés
anos e na sialografia inicial observaram-se dilatacoes saculares
difusas nas ramificacoes distais do ducto de Stenon esquer-
do sugestivas de sialoadenite cronica e glandula direita sem
alteracoes (Figura 3). Fez somente uma ultra-sonografia no
primeiro ano que mostrava textura heterogénea da glandu-
la parétida esquerda com dreas hipoecogénicas e linfonodos
submandibulares aumentados. A parétida direita mostrou
padrao ultra-sonografico dentro da normalidade. Os niveis
de imunoglobulinas séricas, autoanticorpos e proteinas in-
flamatorias mostraram-se normais. O Hemograma revelou
um quadro de anemia hipocrémica e microcitica com Hb de
10.4 g/dl. Neste paciente também foi utilizado corticéide
em baixas doses.

Caso 5

MSE, 7 anos, sexo masculino, pardo, natural e resi-
dente em Sao Paulo-SP, apresentava episodios de dor e abau-
lamento em regidao parotidea bilateralmente, associados a
febre desde os seis anos de idade. Evoluiu com um total de
nove crises e estava assintomatico ha aproximadamente trés
meses (Tabela 1). E acompanhado em nosso servico hd um
ano e meio e na sialografia de entrada e em outra realizada
no segundo ano de acompanhamento, observaram-se mul-

tiplos microdiverticulos na periferia das glandulas parétidas
conferindo aspecto em “cacho de uvas”, compativeis com
sialoadenite crénica bilateral. Fez duas ultra-sonografias que
mostraram parotidas com dimensoes reduzidas, textura he-
terogénea com varias imagens cisticas medindo entre 3 a
7mm. As imunoglobulinas séricas, autoanticorpos e protei-
nas inflamatérias mantiveram-se dentro da normalidade.
Observou-se anemia hipocrémica e microcitica com Hb de
11.7 g/dl. Utilizou-se, neste paciente, 0 mesmo esquema
terapéutico com corticoide usado para os outros casos de
PR.

A descri¢io detalhada dos episodios de agudizacio e
do acompanhamento destes pacientes encontra-se na Ta-
bela 1.

DISCUSSAO

Geralmente, a idade de inicio da PR varia entre trés a
seis anos, mas tém-se descrito casos com aparecimento mais
precoces e mais tardios'. Ericson et al., em estudo com 20
criangas, observaram casos com inicio entre trés meses e 16
anos?®. Encontramos padrio semelhante em nossa amostra,
pois dos cinco pacientes em estudo, somente um teve ini-
cio do quadro de PR apds os seis anos de idade, desenvol-
vendo o quadro aos nove anos. Trés pacientes do nosso
estudo apresentaram os sintomas iniciais aos trés anos de
idade e o outro, aos seis anos.

Em nosso estudo, encontramos somente pacientes
do sexo masculino, o que de certa forma corresponde 2
tendéncia da maioria dos estudos nos quais se tem demons-
trado uma distribuicao sexual favorecendo o sexo masculi-
no'®. Na série de 25 pacientes com PR descrita por Geterud
etal.!; 72% dos pacientes eram do sexo masculino. Entre-

Figura 3. Sialografia de RRL (caso 4) com dilatagdes saculares difusas
nas ramificacoes distais do ducto de Stenon esquerdo, compativeis
com sialoadenite cronica.
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tanto, Watkin e Hobsley encontraram em um estudo com
68 pacientes com PR, dos quais 26 eram criangas, uma dis-
tribuicao sexual semelhante na infancia, e uma freqiiéncia
até maior em mulheres em relacio aos homens (7,5:1) em
pacientes com desenvolvimento do quadro apds os 16 anos’.

O namero de crises inflamatérias agudas varia indivi-
dualmente, com surtos a cada trés ou quatro meses sendo o
padrao mais comum®'°. Mandel e Kaynar relataram que os
ataques tendem a ocorrer uma a cinco vezes ao ano®. A
freqiiéncia dos surtos geralmente é mais elevada no primei-
ro ano escolar e tende a diminuir gradativamente até a pu-
berdade. Ap6s a puberdade, os sintomas usualmente ficam
escassos ou desaparecem completamente’. Em nossa
amostra, encontramos uma elevacao dos surtos nos dois pri-
meiros anos de evoluc¢io, com freqiiéncia entre dois a oito
episédios por ano neste periodo, com uma média de 4,8
crises. Também encontramos uma tendéncia de diminuicao
da freqiéncia apos o terceiro ano de evolucao.

Galili e Yitczhak propuseram dois possiveis mecanis-
mos para esta resolucao espontianea dos sintomas: atrofia
total com conseqiiente auséncia de sintomas, ou regenera-
¢ao da glandula a partir de cé€lulas ductais sobreviventes'. A
maioria dos autores favorece a regeneracao como o meca-
nismo preponderante. No entanto, existem também os ca-
sos persistentes*!'. Em nossa casuistica, a manutenc¢ao da
arquitetura glandular apés o término do periodo de crises
sugere a hipotese de regeneracao do tecido glandular.

O quadro clinico geralmente corresponde a um
inchaco local doloroso associado a febre, o que equivale ao
encontrado neste estudo. Em dois pacientes observou-se
um surto com drenagem de secrecao purulenta pelo ostio
do ducto da pardétida e outro paciente apresentou uma crise
que complicou com formagao de abscesso intraparotideo
com necessidade de drenagem cirdrgica. A maioria dos au-
tores descreve casos com auséncia de secrecio purulenta'®,
entretanto Geterud et al. relataram drenagem de secrecao
purulenta pelo ducto apés compressao da glandula parétida’.
O inchaco usualmente dura alguns dias a duas semanas e
resolve espontaneamente independente de qualquer trata-
mento®. Em nossa casuistica, optamos por tratamento das
crises agudas com corticosterdides em baixas doses,

O exame mais utilizado para o diagnéstico de PR ain-
da é a sialografia, entretanto tem-se utilizado cada vez mais
a ultra-sonografia no diagnostico e acompanhamento.

As ultra-sonografias realizadas neste estudo revela-
ram a presenca de aspecto heterogéneo em 100%, dreas
hipoecéicas em 40% e linfonodos intraparotideos em 60%
dos casos no primeiro exame. Mayumi et al., avaliando 21
glandulas com PR, encontraram aspecto heterogéneo em
80% e dreas hipoecodicas em 62%°. Rubaltelli et al. observa-
ram drea hipoecdicas em quatro de dez casos’. Nozaki et al.
relataram dreas hipoecoicas em 10 de 12 glandulas (83,3%)°.
A incidéncia de dreas hipoecdicas em casos de PR varia lar-
gamente. Entretanto, a incidéncia de glandulas heterogéne-

as incluindo areas hipoecéicas foi de aproximadamente 80%
nos trés estudos.

Mayumi et al.® observaram um aumento na intensida-
de do eco na ultra-sonografia e desaparecimento das dreas
hipoecoicas em trés glandulas com melhora dos sintomas
ou sem manifestacoes clinicas. Rubaltelli et al. estudaram a
evolugio de dez pacientes com ultra-sonografia, observan-
do alteracdes marcantes em quatro casos, dos quais dois
mostraram diminuiciao da heterogeneidade apos 12 a 18
meses’. Neste mesmo estudo, os autores recomendaram o
uso da ultra-sonografia para acompanhamento de pacientes
com PR, pois seria mais sensivel a alteracoes do que a
sialografia®*. Em nossa amostra, observamos um caso (Caso
1), em que foram encontradas alteracdes ultra-sonograficas
previamente descritas nos quatro primeiros exames anuais
e um aspecto normal no quinto exame, realizado apos 12
meses sem crises. Este achado sugere a hipétese de que a
ultra-sonografia pode demonstrar a regeneracao da glandu-
la. Outra observacao importante encontrada em nossa amos-
tra foi a presencga de alteracoes ultra-sonograficas bilaterais
em trés de cinco pacientes, sendo que somente um tinha
sintomas bilaterais. Esta informacao correlaciona-se com o
encontrado por outros autores em que as sialectasias sao
geralmente bilaterais, mesmo quando apenas uma glandula
¢é sintomatica'?.

Quatro de nossos cinco pacientes apresentaram ima-
gens de microdiverticulos nas sialografias realizadas no ini-
cio do acompanhamento e o outro mostrou um padrao de
dilatacoes saculares difusas. Os resultados estao de acordo
com a literatura, pois os achados patologicos mais comuns
nas sialografias de criancas com PR foram as sialectasias
(microdiverticulos), como varios autores descreveram®!3%,
No entanto, a presenca de sialectasias nao ¢ patognomonica
desta afeccao. Diferentes causas de sialectasias tém sido
propostas na literatura. Alguns autores defendem que as
sialectasias se devem a ruptura dos ductos periféricos enfra-
quecidos com extravasamento do contraste para dentro do
tecido intersticial*'*"”. Outros declaram que estas sialectasias
correspondem a cavidades cisticas recobertas por epitélio>”.

A maioria das criancas com PR nio apresenta nenhum
déficit imunolégico, porém crian¢as com imunodeficiéncias,
como a Imunodeficiéncia Comum Varidvel, podem algumas
vezes apresentar PR. Por este motivo € recomendada a
medida das imunoglobulinas séricas'?. Em nossa amostra, um
paciente (Caso 2) apresentou deficiéncia de IgA. A presen-
¢a desta imunodeficiéncia nao se correlacionou com piora
na evolucao da PR ou com aparecimento de complicacoes,
havendo parada das crises ap6s trés anos do inicio.

COMENTARIOS FINAIS

Os pacientes com parotidite recorrente demonstraram
uma preponderancia do sexo masculino e uma idade de apa-
recimento predominantemente entre trés e seis anos. A fre-
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quiéncia das crises mostrou uma tendéncia a diminuicio com
o tempo. A sialografia mostrou alteragdes compativeis com
sialectasias em todos os casos e a ultra-sonografia, alteracoes
na textura geralmente com dreas hipoecdicas. A ultra-
sonografia do paciente acompanhado por tempo mais pro-
longado evoluiu para um padrao normal acompanhando o
quadro clinico, o que pode sugerir que este exame traz uma
vantagem no acompanhamento da atividade da doenca.
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