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Resumo

Introducdo: A fistula congénita do seio piriforme é uma doenca relativamente rara na pratica
clinica; a maioria se manifesta na infancia; entretanto, os médicos geralmente tém conheci-
mento insuficiente sobre essa condicao clinica e seu diagnostico é facilmente feito de forma

ot erronea

Criangas; e -~ . s e A

Dia nf')st%CO' Objetivo: ldentificar as caracteristicas do abscesso cervical profundo devido a fistula congénita
g ’ de seio piriforme em criancas.

Tratamento

Método: Estudo retrospectivo de 21 casos de janeiro de 2016 a agosto de 2018 em nosso hospital.
Idade de inicio, caracteristicas clinicas, exames auxiliares e tratamento clinico dos pacientes
foram resumidos para analisar o diagnostico, as caracteristicas do tratamento e o prognéstico.
Resultados: Foram incluidas criancas de 11 dias a 12 anos, com média de 3,5 anos. Vinte paci-
entes tinham fistula congénita de seio piriforme no lado esquerdo e um no lado direito; a
tomografia computadorizada cervical com contraste mostrava distribuicdo liquido-gasosa ou
sombra aérea nos abscessos em 18 casos. O ultrassom cervical demonstrou eco gasoso na regiao
da tireoide em 10 casos. Todos os pacientes foram submetidos a plasma de baixa temperatura
para queimar a fistula interna e retornaram ao hospital para exame com laringoscopio ele-
tronico e ultrassonografia cervical aos 3 meses, 6 meses e um ano apos a cirurgia. Nao houve
recorréncias.

Conclusdo: A fistula congénita de seio piriforme é uma causa importante de abscesso cervical
profundo em criancas. A presenca de conteldo liquido-gasoso purulento ou sombra gasosa na

DOl se refere ao artigo: https://doi.org/10.1016/j.bjorl.2019.12.008
* Como citar este artigo: Bi J, Chen X, Zhou Z, Xu B, Fu Y. Diagnosis and treatment of deep neck abscess due to congenital piriform sinus
fistula in children. Braz J Otorhinolaryngol. 2021;87:655-60.
* Autor para correspondéncia.
E-mail: 1307022@zju.edu.cn (Y. Fu).
A revisao por pares é da responsabilidade da Associacdo Brasileira de Otorrinolaringologia e Cirurgia Cérvico-Facial.

2530-0539/© 2020 Associacédo Brasileira de Otorrinolaringologia e Cirurgia Cérvico-Facial. Publicado por Elsevier Editora Ltda. Este &€ um
artigo Open Access sob uma licenca CC BY (http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/).


https://doi.org/10.1016/j.bjorlp.2021.09.003
http://www.bjorl.org
https://orcid.org/0000-0002-8413-5900
https://orcid.org/0000-0001-7425-8715
https://orcid.org/0000-0002-8381-4899
https://orcid.org/0000-0001-5517-0718
https://orcid.org/0000-0003-4570-2973
https://doi.org/10.1016/j.bjorl.2019.12.008
mailto:1307022@zju.edu.cn
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/
http://creativecommons.org/licenses/by/4.0/

J. Bi, X. Chen, Z. Zhou et al.

tomografia computadorizada ou no ultrassom cervical sugere uma alta possibilidade da presenca
de uma fistula interna e a ablacdo endoscopica a baixa temperatura pode ser feita ao mesmo
tempo que a endoscopia diagndstica.

© 2020 Associacdo Brasileira de Otorrinolaringologia e Cirurgia Cérvico-Facial. Publicado
por Elsevier Editora Ltda. Este é um artigo Open Access sob uma licenca CC BY (http://
creativecommons.org/licenses/by/4.0/).

Introducao

A fistula do seio piriforme (FSP) congénita é uma defor-
midade cérvico-sacral congénita causada pela degeneracéo
incompleta da terceira e quarta fissura palatina durante o
desenvolvimento embrionario inicial. Essa deformidade da
FSP congénita representa cerca de 1% a 10% de todas as
deformidades sacrais. Mais de 90% desses pacientes apre-
sentaram essa condicdao no lado esquerdo do pescoco e
mais de 80% dos casos se manifestaram na infancia.”? O
seio que se abre na fossa piriforme é clinicamente con-
siderado o tipo mais comum. A maioria tem um histdrico
de infeccdo do trato respiratério superior e geralmente
se manifesta como abscesso cervical profundo e tireoidite
supurativa aguda.>* Essa € doenca relativamente rara na
pratica clinica e, portanto, os médicos geralmente tém
conhecimento insuficiente sobre essa doenca e seu diag-
nostico é facilmente feito de forma erronea. A puncao e
drenagem repetidas do pescoco sao com frequéncia feitas
em conjunto com altas doses de antibidticos. Devido ao esti-
mulo inflamatério agudo ou crénico e a drenagem cirurgica,
hiperplasia da cicatriz obviamente ocorre na regiao cervi-
cal, causa sérios danos fisicos e psicoldgicos as criangas.
Este estudo pretende analisar retrospectivamente os dados
de 21 criancas com abscesso cervical profundo devido a FSP
congénita, tratadas no Children’s Hospital da Faculdade de
Medicina da Zhejiang University, resumir as caracteristicas
do diagnoéstico e do tratamento e o prognostico e melhorar
o entendimento dos médicos sobre a FSP congénita infantil.

Método
Pacientes

Este estudo retrospectivo incluiu pacientes consecutivos
atendidos no departamento clinico para tratamento de abs-
cesso cervical profundo ou no servico de emergéncia para
tratamento de obstrucado grave das vias aéreas superiores,
de janeiro de 2016 a agosto de 2018. Dessas 21 criancas,
15 eram do sexo masculino e 6 do feminino, com idade de
11 dias a 12 anos e média de 3,5 anos. O tempo de inicio
foi de um a 6 dias e a média do tempo foi de 2,5 dias. Este
estudo retrospectivo foi aprovado pelo comité de ética do
Children’s Hospital da Faculdade de Medicina da Zhejiang
University (n° 2019-IRB-112).

Coleta de dados

As informacdes clinicas foram obtidas através de uma
revisdo retrospectiva dos prontuarios médicos, inclusive

Figura 1 Abertura externa da fistula no lado esquerdo do
pescoco, com congestao periférica da pele.

sintomas, exame fisico, exames laboratoriais e exames com-
plementares. Em 14 casos, os sintomas foram observados
pela primeira vez antes da procura por tratamento médico;
em 4 casos, observou-se protuberancia do pescoco esquerdo
recorrente (dos quais um caso apresentou melhoria apos
cada tratamento com antibioticos e o stoma externo da
fistula era visivel no lado esquerdo do pescoco) (fig. 1); 3
casos apresentaram hiperplasia da cicatriz cervical devido
a drenagem repetida em outros hospitais; e 12 casos
tinham historico de infeccao do trato respiratério superior
(tabela 1).

Tratamento

Todas as criancas foram tratadas com antibidticos apds a
hospitalizacdo. A drenagem foi feita sob anestesia apds a
liquefaca@o do abscesso. Ao mesmo tempo, a fossa piriforme
foi exposta sob visdo laringoscopica autostatico durante o
procedimento para verificar a existéncia da fistula. Se uma
fistula interna estivesse presente (fig. 6), um plasma a baixa
temperatura (Smith & Nephew, EIC7070-01) era usado para
cauteriza-la (fig. 7).

0 equipamento cirdrgico incluiu um laringoscopio autos-
tatico e um endoscopio nasal rigido de 0 grau. Os dentes do
paciente foram protegidos quando o lado afetado da fossa
piriforme sob o laringoscdpio foi exposto e ajustado a plasma
de baixa temperatura, em 3, para realizar a ablacao da
parede do tubo da fossa parietal. Para proteger o nervo
laringeo recorrente, a profundidade da ablagcdo deve ser
controlada a geralmente nao mais do que 1,5mm. O tempo
de ablacao continua foi de 1 a 2s, cada intervalo de ablacao
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Tabela 1 Caracteristicas clinicas e exames auxiliares de 21 criancas com abscesso cervical profundo
Categoria NUumero Primeiro Exames laboratoriais Exames auxiliares
sintoma
Hemograma PCR (mg/L) Funcao TC com Ultrassonografia
completo tireoidiana contraste
(x10%/L)
Abscesso 14 Massa cervical 18,6 £+ 3,1 31,3+2,6 Normal Abscesso Massa
peri-tireoidiano anterior; peri-tireoidiano hipoecoémica
Dor de e sombra (5/14). Eco
garganta, febre gasosa (11/14,  gasoso na
fig. 2) regiao
tireoidiana
superior
esquerda
(9/14, fig. 3)
Abscesso 4 Massa inferior 28,6 +3,6 57,1+ 6,6 Normal Abscesso Massa
faringeo cervical; pos-faringeo e hipoecoémica
posterior dificuldade em nivel de sombra
respirar nivel gasosa ou
Il, recusa em se liquido-gasosa
alimentar (fig. 4)
Abscesso 3 Massa cervical 20,5+2,7 43,2+6,3 Normal Abscesso no Massa
parafaringeo inferior, espaco hipoecomica
dispneia de parafaringeo
grau lll (fig. 5)

abscesso

Figura 2 TC com contraste:
esquerdo e sombra gasosa.

peritireoidiano

foi de 2s e o nimero de operacdes foi de 2 a 3 vezes.
Enquanto isso, a temperatura foi rapidamente perfundida
com uma grande quantidade de agua gelada durante todo
o procedimento. O pescoco foi pressionado no lado oposto
durante a operacdo para evitar lesdao acidental da arté-
ria laringea lateral anterior. O laringoscopio foi removido
quando nao havia sangramento.

Um tubo de drenagem foi colocado na incisao cervical
de acordo com o tamanho do abscesso, enquanto um
tubo gastrico foi usado por uma semana. O curativo era
trocado diariamente e um antibiético mais sensivel foi
instituido de acordo com os resultados do teste de cultura

Figura 3  Exame ultrassonografico: fortes ecos gasosos espa-
lhados no abscesso tireoidiano esquerdo.

bacteriana na secrecao purulenta e com a sensibilidade aos
medicamentos. Além disso, todos os pacientes receberam
suporte nutricional sistémico. Os pacientes foram acom-
panhados aos 3 meses, 6 meses € um ano apods a cirurgia.
A condicao laringea foi observada através do laringoscdpio
eletrénico e também por ultrassonografia.

Resultados

Dos 21 pacientes, 20 foram diagnosticados com FSP congé-
nita no lado esquerdo por meio de laringoscopia autostatica,
enquanto um foi diagnosticado com FSP congénita no lado
direito. Quatorze casos foram diagnosticados e tratados
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Figura 4 TC com contraste: abscesso pos-faringeo e sombra
gasosa (varredura horizontal).

Figura5 TC com contraste: abscesso no espacgo parafaringeo
e sombra gasosa (varredura horizontal).

por meio de cirurgia pela primeira vez em nosso hospital,
enquanto sete casos por abscessos de repeticao. Todas as
criancas receberam alta apos a cirurgia com uma taxa de
cura de 100% e a duracao do tratamento variou de 7 a 65
dias.

Houve 7 casos com abscesso no espaco parafaringeo
recentemente diagnosticado e abscesso faringeo posterior.
Todos esses pacientes tinham menos de 4 anos e apresenta-
vam obstrucao das vias aéreas quando foram hospitalizados.
Apos a intubacdo traqueal, eles conseguiram respirar de
forma normal. A drenagem foi feita sob anestesia geral. Um
tubo de drenagem foi incluido com a troca diaria de cura-
tivos antes da alta hospitalar. Devido a edema cervical ou
dificuldades respiratorias, todos foram re-hospitalizados por
14 dias a 2 meses apos a cirurgia. Quando se encontravam
sob anestesia geral para serem novamente drenados, a fossa
piriforme foi exposta sob o laringoscopio autostatico e a fis-
tula interna foi identificada para confirmar a presenca de
FSP congénita. Depois disso, a fistula interna foi cauterizada
com a ajuda de um endoscopio.

Todos os pacientes retornaram ao hospital para serem
submetidos a laringoscopia eletronica e exame de ultrasso-
nografia cervical aos 3, 6 meses e um ano apos a cirurgia.
Nao houve complicacdo ou recorréncia.

-5

Figura 6 Presenca de fistula interna esquerda do seio piri-
forme sob laringoscopio autostatico.

Figura7 Fistula do seio piriforme localizada no lado esquerdo
apos cauterizacao sob laringoscopio autostatico.

Discussao

Abscessos cervicais profundos referem-se a abscessos for-
mados apos a infeccdo tecidual da fascia cervical profunda.
Em comparacdo aos adultos, as criancas tém cavidades
faringeas pequenas, maior densidade de tecidos conjunti-
vos frouxos no regiao cervical profunda, tecidos linfoides
ricos e baixa imunidade. A infeccao provavelmente causa o
abscesso e se espalha facilmente, direta ou indiretamente,
entre os tecidos. Ao mesmo tempo, sintomas de toxici-
dade sistémica e complicacdes graves podem ser causados
pela absorcao de substancias necroéticas, que sao considera-
das potencialmente fatais.® Linfadenite supurativa cervical,
infeccao por corpo estranho, tonsilas, infeccdes faringeas e
odontogénicas, cistos sacrais e fistulas sao causas comuns
de abscesso cervical profundo em criangas. Cistos e fistu-
las sdo doencas congénitas. O diagndstico incorreto ocorre
facilmente devido as baixas taxas de incidéncia.

A FSP congénita consiste na terceira e quarta fissura pala-
tina, com uma abertura da fistula na base da fossa piriforme
e obliqguamente dentro ou fora do joelho articular e requer
a perfuracdo do musculo circunflexo ou muUsculo faringeo
inferior ao longo da laringe. O nervo recorrente desce para
fora da laringe e termina na glandula tireoide ipsilateral ou
a cintura glandular se estende até a base do pescoco, forma
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um seio ou uma fistula incompleta. A maioria das criancas
tem apenas um stoma interno e nenhuma abertura externa
da fistula. O stoma interno nao mostrou penetracao na pele
do pescoco, enquanto a abertura externa ocorreu devido a
infeccoes repetidas ou incisao e drenagem. Relatos de litera-
tura sugeriram que a FSP congénita possa causar tumefacoes
inflamatorias repetidas na regiao cervical, tireoidite supu-
rativa aguda e/ou formacao de abscesso, mais comumente
no lado esquerdo e raramente no direito.®"® A razdo para
isso é desconhecida e pode ser devida ao desenvolvimento
assimétrico do quarto arco zigomatico bilateral. Alguns estu-
diosos acreditam que isso é causado pelo efeito do arco
iliaco direito sem a influéncia do valgo.’ Dos 21 pacientes
deste estudo, 14 apresentaram abscessos ao redor da glan-
dula tireoide e um apresentou na regiao cervical do lado
direito (1/14), o que foi consistente com a literatura ante-
rior. Nesse grupo de pacientes, 7 tinham idade inferior a 4
anos e apresentavam abscesso no espaco parafaringeo ou no
espaco posterior da faringe. Devido a falta de experiéncia,
a FSP congénita nao foi considerada e, portanto, a fistula
interna nao foi explorada e cauterizada. Os sintomas ocor-
reram apos a feitura de uma simples incisdo e drenagem do
abscesso. Como resultado, os pacientes foram hospitaliza-
dos novamente e diagnosticados por exploracao cirdrgica.
Isso sugeriu que, na investigacao clinica, é necessario estar
atento a possibilidade de FSP congénita em criancas com
abscesso cervical profundo para evitar erros de diagndstico.

Em relacdo ao diagndstico de FSP congénita, além
do historico médico detalhado, caracteristicas clinicas
e sinais locais, € necessario adicionar exames auxiliares
relevantes, inclusive angiografia gastrointestinal, endos-
copia, ultrassonografia, tomografia computadorizada com
contraste e ressonancia magnética. A imagem do lipiodol
identificou a presenca e o formato das fistulas e sdo exames
praticos e de baixo custo. No entanto, as imagens podem
ser influenciadas pelo edema ao redor do stoma da fistula
durante o periodo de inflamacdo e pela nao cooperacao
dos bebés para engolir o agente de contraste. O contraste
pode passar através da fistula e ter uma taxa de progressao
de apenas 50% a 80%.'° E dificil expor a fossa profunda e
oculta, em forma de pera, com laringoscopia eletronica.
Alguns estudiosos usam o método Killian modificado para
melhorar a taxa de diagnostico. No entanto, ele é afetado
pela idade, pelo ajuste e pela habilidade dos operadores, é
menos aplicavel a criancas. Tomografia computadorizada e
exames de ultrassom da regiao do pesco¢o sao frequente-
mente usados em criancas. Os sinais tipicos nas imagens de
tomografia computadorizada mostraram densidade anormal
da pele na regiao da fossa piriforme-tireoide ou na regiao
cervical anterior, com possibilidade de cavidades contendo
ar, alteracoes na morfologia da tireoide ou aumento dos
espacos entre os anéis.'" A ultrassonografia € um método
de exame comum para diagnosticar abscesso cervical
em criangas devido a suas caracteristicas simples e nao
invasivas e a facil cooperacao das criancas. Também pode
ser usada como um exame auxiliar significativo para o diag-
nostico da FSP."" Dos pacientes incluidos, 7 apresentavam
sombreamento gasoso ou contelido liquido-gasoso cervical
profundo e 11 pacientes apresentavam edema inflamatorio
na parte medial anterior média e inferior do misculo ester-
nocleidomastoideo esquerdo, acompanhado por sombras

gasosas. Dez casos apresentavam eco gasoso na regiao tire-
oidiana superior esquerda ou uma fistula que se desviava da
tireoide anteroposterior. Portanto, casos de criancas com
abscesso cervical profundo que apresentam acimulo gasoso
ou conteudo liquido-gasoso revelado por tomografia com-
putadorizada ou ultrassonografia sao altamente suspeitos
como prova da existéncia de FSP congénita.

Todos os 21 pacientes com abscesso cervical profundo
foram submetidos a drenagem sob anestesia geral. Ao
mesmo tempo, a fossa piriforme foi examinada sob laringos-
copio autostatico durante o procedimento e plasma de baixa
temperatura foi aplicado durante o periodo inflamatério
para cauterizacao da fistula interna. Ha controvérsias sobre
o tratamento da mucosa por via endoscopica e periférica por
métodos fisicos ou quimicos, uma vez que aderéncias e cica-
trizes sao formadas, levam obliteracao a do orificio interno.
Alguns estudiosos consideram esse método impreciso e com
risco grande de apresentar recorréncia e recomendam que
a melhor opcéao é a remocao completa da fistula apds um
periodo de infeccdo aguda.

Entretanto, a resseccdo completa da fistula é traumatica
para as criangas, o que também requer habilidades espe-
cializadas do cirurgidao. Além disso, a cirurgia é bastante
trabalhosa, pode apresentar uma série de complicacdes
pos-operatorias, inclusive paralisia das cordas vocais (3,7%
a 33,0%), deformidade causada pela cicatriz do pescoco
etc.”” Devido ao pequeno trauma e a rapida recuperacao
em criangas, mais e mais estudiosos tém optado pelo tra-
tamento cirlrgico endoscopico com bons resultados nos
ultimos anos.'*~"> Criangas com FSP congénita tém um curso
curto de doenca, pequenas fistulas internas e seios encur-
tados (em comparacédo aos adultos), que também sdo uma
vantagem na cauterizacdo endoscopica. Nieoucar revisou a
taxa de recorréncia de varios tratamentos, nos quais a taxa
de recorréncia da drenagem simples da incisao foi de 89%,
a resseccao aberta da fistula foi de 15%, a cauterizacao
endoscopica foi de 15% e a resseccéo parcial da tireoide na
cirurgia aberta do pescoco foi de 8%. Liang'® relatou ablacéo
a laser em 19 casos de FSP congénita, a primeira taxa de
fechamento da fistula foi de 89,4% (17/19) e a segunda
taxa foi de 94,7% (18/19). A taxa de fechamento cumula-
tivo apos 3 procedimentos de ablacédo a laser foi de 100%.
Dong'” analisou 146 pacientes com FSP congénita submeti-
dos a ablacdo endoscopica a baixa temperatura, na qual a
taxa de recorréncia de 15,1%. Vinte e dois pacientes desen-
volveram rouquidao e se recuperaram apos 0,5 a 6 meses de
acompanhamento. Em nosso estudo nao houve recorréncia
apods um ano de seguimento. Comparado a cirurgia a laser, o
plasma de baixa temperatura tem duas vantagens: primeiro,
a temperatura da ponta do bisturi de plasma é relativa-
mente baixa (40°~70°C), o que reduz o dano a mucosa e
ao nervo laringeo recorrente ao redor da fossa piriforme,
até certo ponto; segundo, o plasma de baixa temperatura
é facil de usar, especialmente em situacdes profundas e
anguladas. Portanto, em comparagdo ao trauma cirurgico,
complicacdes pos-operatorias e taxa de recorréncia, o tra-
tamento com hipotermia do seio piriforme é uma escolha
melhor.

Em relacdo ao momento da cirurgia, alguns estudiosos
acreditam que as cirurgias durante o periodo inflamato-
rio aumentam o risco de sangramento e até afetam o
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fechamento da fistula, mas outros sugerem que a
cauterizacdo endoscopica pode ser feita simultanea-
mente ao uso de antibidticos adequados. Neste estudo, a
cauterizacao endoscopica foi feita em pacientes durante
o periodo inflamatério. A recuperacdo poés-operatoria
permaneceu boa, sem rouquidao ou hemorragia. Isso sugere
que a incisao e cauterizacao endoscopica podem ser usadas
simultaneamente para reduzir o risco de anestesia multipla
e efeitos negativos em criancas.

Entretanto, ha varias limitacoes em nosso estudo. Em
primeiro lugar, ele tem um desenho de estudo retros-
pectivo, pequeno tamanho de amostra, curto tempo de
observacao e resultados de um Unico centro médico. Em
segundo lugar, a selecdo do tratamento por hipotermia da
fossa piriforme, a duracdo da ablacao da fistula interna, o
intervalo de tempo, a temperatura adequada, a extensao
e a profundidade do efeito da eficacia pos-operatdria
requerem mais pesquisas clinicas. Estudos adicionais,
que incluam pesquisas multicéntricas, observacao longa e
comparacao de tratamentos e caracteristicas em diferentes
periodos de infancia sdo necessarios.

Conclusao

De acordo com este estudo retrospectivo, a FSP congé-
nita € uma causa importante de abscesso cervical profundo
em criancas. A FSP congénita é frequentemente ignorada
pelos médicos, mas deve ser usada como um dos diagnos-
ticos diferenciais mais importantes na presenca de massa
cervical na pratica clinica. Se a presenca de conteldo
liquido-gasoso ou sombra gasoso na cavidade com pus for
sugerida pelo exame de tomografia computadorizada ou
ultrassonografia cervical, é altamente possivel que exista
uma fistula. Recomenda-se o uso de drenagem e de larin-
goscopia autostatica para confirmar o diagnostico. Depois
disso, plasma de baixa temperatura pode ser usado para
cauterizar e fechar a fistula interna com a ajuda de um
endoscopio.
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