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RESUMO

Introducgéo: A sialometaplasia necrosante (SN) é uma patologia rara, resultante de isquemia local do tecido glandu-
lar salivar. Objetivo: Determinar a prevaléncia da SN em humanos e os fatores de risco relacionados. Método: A es-
tratégia de pesquisa foi de carater descritivo, com levantamento de artigos publicados entre 01 de janeiro de 2000 e
25 de agosto de 2020 nas bases de dados Pubmed, Lilacs, Scopus, Web of Science e Google académico, utilizando
os descritores: Prevalence; Risk Factors; Necrotizing Sialometaplasia. Resultados: Foram encontrados 1839 artigos
e, apos aplicacao dos critérios de inclusdo e excluséo, foram selecionados 37 artigos totalizando 51 casos analisa-
dos com as seguintes regides acometidas: Palato, Iabio inferior, glandula pardétida, vestibulo bucal, cavidade nasal e
hipofaringe. Fatores de risco mais relatados: cirurgias anteriores, disturbios alimentares, medicag¢des prolongadas,
alguns sem queixas precedentes, os demais apresentaram varios fatores envolvidos. A prevaléncia da SN em com-
paracao a outras patologias de glandula salivar é baixa. Conclus&o: A SN tem maior prevaléncia no sexo masculino
de meia idade, acometendo mais o palato apds cirurgias, sendo este considerado o principal fator de risco.
PROSPERO CRD42020191661

DESCRITORES: Prevaléncia; Fatores de Risco; Sialometaplasia Necrosante.

ABSTRACT

Introduction: Necrotizing sialometaplasia (NS) is a rare pathology, resulting from local ischemia of salivary gland
tissue. Objective: Determine the prevalence of SN in humans and the related risk factors. Method: The research
Strategy was descriptive, with a survey of articles published between January 1, 2000, and August 25, 2020, in the
databases Pubmed, Lilacs, Scopus, Web of Science and Google academic, using the descriptors: Prevalence; Risk
Factors; Necrotizing Sialometaplasia. Results: A total of 1839 articles were found and, after applying the inclusion
and exclusion criteria, 37 articles were selected, totaling 51 cases analyzed with the following regions affected: Pa-
late, lower lip, parotid gland, buccal vestibule, nasal cavity and hypopharynx. Most reported risk factors: previous
surgeries, eating disorders, prolonged medications, some without previous complaints, the others had several factors
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involved. The prevalence of SN compared to other salivary gland pathologies is low. Conclusion: SN has a higher
prevalence in middle-aged men, affecting the palate more after surgery, which is considered the main risk factor.

DESCRIPTORS: : Prevalence; Risk Factors; Necrotizing Sialometaplasia.

RESUMEN

Introduccién: La sialometaplasia necrotizante (SN) es una patologia rara, resultante de la isquemia local del tejido
de las glandulas salivales. Objetivo: Determinar la prevalencia de NS en humanos y los factores de riesgo relacio-
nados. Método: La estrategia de investigacion fue descriptiva, con una encuesta de articulos publicados entre el
1 de enero de 2000 y el 25 de agosto de 2020 en las bases de datos Pubmed, Lilacs, Scopus, Web of Science y
Google académico, utilizando los descriptores: Prevalence; Risk Factors; Necrotizing Sialometaplasia. Resultados:
Se encontraron un total de 1839 articulos y, luego de aplicar los criterios de inclusion y exclusién, se seleccionaron
37 articulos, totalizando 51 casos analizados con las siguientes regiones afectadas: paladar, labio inferior, glandu-
la pardtida, vestibulo bucal, cavidad nasal e hipofaringe. Los factores de riesgo mas reportados: cirugias previas,
trastornos alimentarios, medicacion prolongada, algunos sin quejas previas, los otros tenian varios factores involu-
crados. La prevalencia de NS en comparacién con otras patologias de las glandulas salivales es baja. Conclusion:
La NS tiene una mayor prevalencia en hombres de mediana edad, afectando mas el paladar después de la cirugia,
que se considera el principal factor de riesgo.

DESCRIPTORES: Predominio; Factores de Riesgo,; Sialometaplasia Necrotizante.
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INTRODUGAO

A sialometaplasia necrosante (SN) € uma patologia rara de processo inflamatério autolimitado das glandulas
salivares, geralmente se manifestando como ulcera dolorosa com base endurecida, irregular e profunda, semelhan-
te a crateras que variam de 1 a 3 cm de tamanho1. Comumente cicatriza espontaneamente sem necessidade de
tratamento farmacoldégico ou cirurgico, necessitando apenas de proservagao.2

A etiologia mais comumente atribuida a esta lesdo é a isquemia dos vasos sanguineos provocada por anes-
tésicos locais, levando ao infarto do tecido das glandulas salivares.3 Inumeros fatores de risco foram descritos na
literatura para explicar o inicio da isquemia local, como préteses mal adaptadas, radiagao, cirurgias, intubagéao, além
de fatores sistémicos, como tabagismo, consumo de alcool, diabetes e bulimia, sendo o trauma local considerado o
mais frequente dentre eles.4,5

Embora a maioria dos casos afete o palato duro, a SN foi relatada em todas as areas onde o tecido glandular
salivar esta localizado, incluindo a cavidade nasal, seios da face, labio inferior, lingua, bochecha, regido retromolar,
palato mole e laringe.6,7 O aspecto histopatolégico da SN mostra coagulagéo, necrose dos acinos glandulares,
hiperplasia pseudoepiteliomatosa do epitélio sobrejacente, com preservagao da estrutura lobular da glandula.8 Por
se assemelhar histopatoldgico e clinicamente a uma lesao maligna, existe a possibilidade de diagndstico incorreto,
podendo levar a abordagem cirurgica desnecessaria, ocasionando a mutilagéo do paciente.7,9

Existem relatos da SN em diversas localidades do mundo, porém né&o existe um dado geral relacionado a nivel
mundial. Portanto, esta reviséo sistematica tem como objetivo determinar a prevaléncia global da SN em humanos,
como também todos os fatores de risco que podem estar associados a esta patologia, mostrando um quantitativo de
casos e localizagbes, além de acrescentar como base para futuras pesquisas.

METODO

O conteudo deste trabalho segue as recomendagbes do protocolo PRISMA (Principais Itens para Relatar Re-
visbes Sistematicas e Meta-analise). Esta revisao foi registrada no Registro Prospectivo Internacional de Revisdes
Sistematicas (PROSPERO), com o numero de registro CRD42020191661.

Trés pesquisadores (CFSL, HFS, ECCC) fizeram a selec¢éo, inclusdo e coleta de dados dos artigos. O plane-
jamento de estudo e estratégia de pesquisa foram de carater descritivo, com o levantamento de dados eletrbnicos
nacionais e internacionais publicados entre 01 de janeiro de 2000 e 25 de agosto de 2020 nas bases de dados
Pubmed, Lilacs, Scopus, Web of Science e Google académico, utilizando o seguinte descritor/palavra-chave: Preva-
lence; Risk Factors; Necrotizing Sialometaplasia. A estratégia de busca foi desenvolvida especificamente para cada
base de dados: (necrotizing AND sialometaplasia) AND (prevalence OR ‘“risk factor” OR “risk factors”).

A pesquisa teve como resultado 1839 artigos, a tabulagdo ocorreu através do software de gerenciamento de
literatura Google académico e EndNote Web (https://www.myendnoteweb.com). Apds a exclusédo dos duplicados,
avaliaram-se titulo e resumo de 969 publicagdes, estes foram lidos de forma independente pelos trés pesquisadores
e as objegbes foram resolvidas por consenso.

Foram selecionados 580 artigos para leitura na integra. Os critérios de inclusao foram: artigos publicados entre
0 ano 2000 a 2020; publicagbes em linguas onde foi possivel obter tradugéo a partir de fontes confiaveis; estudos
observacionais; artigos que tenham obtido o diagndstico clinico ou histopatoldgico; artigos relatando prevaléncia
de sialometaplasia necrosante e/ou fatores de risco associados a sialometaplasia necrosante; relatos de caso que
obedecessem a pelo menos 2/3 do guia de delineamento CARE (Case Report Guidelines) e artigos epidemiologi-
cos que obedecessem a pelo menos 2/3 do guia STROBE (Strengthening the Reporting of Observational Studies
in Epidemiology). Como critério de exclusao: Artigos que relatem SN em n&o humanos, editoriais, cartas, artigos de
opinido, revisdes de literatura, revisdes sistematicas, comunicagdes breves, resumos de conferéncias, posteres e
artigos que nao foram possiveis ter o acesso na integra. Portanto, foram incluidos 37 artigos para o desenvolvimento
deste trabalho.

A escala Newcastle-Ottawa10 foi usada para avaliar a qualidade de estudos nao randomizados e a ferramenta
de risco de viés descrita por Hoy et al.11 foi usada para avaliar os estudos de prevaléncia.
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O processo de selecao foi resumido de acordo com diagrama de fluxo recomendado pelo PRISMA (Figura 1).
Os revisores extrairam independentemente dados de cada estudo incluido e os mesmos foram organizados em
planilha do Excel.

Registros identificados de banco de dados (n=1839)

Pubmed SCOPUS 151 WER OF LILACS Google
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Figura 1 — Diagrama de fluxo dos resultados da pesquisa nos bancos de dados.
RESULTADOS

O quadro 1 mostra os 2 artigos de estudos epidemiolégicos classificados para esta pesquisa, seguindo o guia
de delineamento STROBE. O quadro 2 mostra os 35 artigos de relato de caso classificados para esta pesquisa,
seguindo o guia de delineamento CARE.

Foram relatados 51 casos de SN com a seguinte prevaléncia de regides acometidas: Palato 35 (74,4%), |a-
bio inferior 5 (10,6%), glandula pardétida 3 (6,5%), vestibulo bucal 1 (2,1%), cavidade nasal 1 (2,1%), hipofaringe 1
(2,1%).

Os seguintes fatores de risco foram associados a SN: 13 artigos informaram cirurgias anteriores ao apareci-
mento da lesdo; 6 ndo apresentaram queixas precedentes; 3 apontaram disturbios alimentares; 3 reportaram uso de
medicagbes spray, os demais apresentaram varios fatores envolvidos simultaneamente, como: doengas sistémicas,
tabagismo, etilismo, proteses mal adaptadas, tumores, infec¢des e vasculite.

Sob a perspectiva dos achados relacionada aos dois artigos epidemiolégicos, o primeiro artigo informou uma
amostra de 726 de doencas das glandulas salivares, onde apenas 4 mostraram SN, sendo 2 casos em mulheres
totalizando 0,03% da amostra e 2 casos em homens totalizando também 0,03%, dando uma porcentagem total de
0,06%.10 No segundo estudo analisado composto por uma amostra 24.000 pacientes, apenas 3 casos informaram
SN, todos no sexo masculino, correspondendo a 0,4% da amostra.11
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Quadro 1 - Artigos de estudos epidemioldgicos, seguindo o guia de delineamento STROBE.
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PREVALENCIA
ITENS (SN:OUTRAS FATORES
AUTOR, TAMANHO DA CARACTERISTICAS .
. STROBE - PATOLOGIAS DE DE DIAGNOSTICO
PAIS AMOSTRA DAPOPULACAOQ _
(PTS) GLANDULA RISCO
SALIVAR)
Uso de
. . Sexo masculino (2) e feminino Exame histopatoldgico
Shin'2, Coréia ] ] contengéo
16 726 (2); idade nao informada pelo 4:726 . e
do Sul ortoddntica e
autor o radiolégico
cirurgia recente
) Sexo masculino, (3); idade Exame clinico e
Leal", Brasil. 20 24.000 3:24.000 - ) ]
entre 21 e 38 anos histopatolégico

Quadro 2 — Artigos de relato de caso, seguindo o guia de delineamento CARE.

. TIPO DE ITENS CARE | TAMANHO DA SEXO/ REGIAO i
AUTOR, PAIS FATORES DERISCO | DIAGNOSTICO
ESTUDO (PTS) AMOSTRA IDADE ACOMETIDA
n Nao apresentou
. Feminino, . Exame
Alves?, Brasil | Relato de caso 10 1 Palato nenhum fator de risco . .
29 anos histopatolégico
aparente
. L Uso de medicagéo
o Masculino, Labio inferior, Exame
Bijai®, India Relato de caso 9 1 i (bloqueador dos . .
46 anos vestibulo bucal histopatolégico
receptores H2)
Dominguez- Masculino. 24 . Isquemia por oclusdo
. . Palato, cavidade Exame
Malagon™, Série de casos 9 2 anos/ Feminino, vascular pelas células . .
. nasal o . histopatoldgico
México 39 anos linfoides neoplasicas
. . Exame
e Feminino, Anestesia local (24h . .
Durrani®, India | Relato de caso 9 1 Palato histopatolégico e
26 anos antes) . )
radiolégico
Feminino,
Femopase'®, . o Exame
. Série de casos 9 5 17, 39, 56,60 e Palato (5) Bulimia e trauma local . .
Argentina histopatoldgico
78 anos
. n Paciente saudavel,
Funding'?, Feminino, Exame
. Relato de caso 10 1 Palato nao apresentou fator i .
Dinamarca 22 anos . histopatoldgico
de risco
Gadkaree'®, Masculino, . . . Exame
Relato de caso 9 1 Hipofaringe Tabagismo (60 anos) i .
EUA 74 anos histopatolégico
Uso exagerado de
n flurbiprofenc|spray oral | Exame clinico,
Feminino,
Gatti®, Italia Relato de caso 9 1 a7 Palato por 5 semanas histopatolégico e
anos
(contém alcool em sua radiolégico
composicdo)
Gilowsk’, Feminino, Distarbios alimentares, Exame
Relato de caso 9 1 Palato
Polénia 18 anos anorexia histopatolégico
s Masculino, Tabagismo e Exame
Giri"®, India Relato de caso 11 1 Palato ] . . .
31 anos alcoolismo crénico histopatoldgico
. ) Cirurgia laparoscopica
Gutiérrez20, Masculino, Exame
. Relato de caso 10 1 Palato esofagica com i .
Chile 28 anos . histopatoldgico
intubacdo orotraqueal

DOI: 10.33947/1982-3282-v15n3-4-4547

58

—

= U NG | Revista Saude |
UNIVERITAS GUARULHOS H



PREVALENCIA E FATORES DE RISCO PARA A SIALOMETAPLASIA NECROSANTE: UMA REVISAO SISTEMATICA
Carolina Fortes de Sampaio Leéo, Ellen Cristina Costa Cirilo, Hugo Fontenele da Silva, Raissa Pinheiro de Mendonga

Al

v.15, n.3-4, 2021

ISSN 1982-3282

Masculino, Glandula i Exame
Haen?!, Franga | Relato de caso 9 » Sindrome de Marfan i .
56 anos pardtida histopatoldgico
. Masculino, . " Exame
Johann?, Brasil | Relato de caso 9 Palato Tabagismo e etilismo . .
38 anos histopatoldgico
S Feminino, Exodontia com Exame
Kaushal?2, India | Relato de caso 9 Palato . . o
40 anos anestesia local histopatoldgico
Anestesia local,
Kim23, Coréia Masculino, pressdoc do tumor nas Exame
Relato de caso 9 Palato . .
do Sul 58 anos estruturas vasculares histopatoldgico
adjacentes
Kizilay?*, o
. Feminino, L Nao relatou nenhum Exame
Turquia Relato de caso 10 Labio inferior . . .
58 anos fator de risco histopatoldgico
. Trauma local, uso
. L Masculino, . Exame
Krishna?3, India | Relato de caso 10 Palato prolongado de inalador i .
73 anos histopatoldgico
de salbutamol
Lee?8, Coréia Masculino, . Exame
Relato de caso 9 Palato Anestesia local
do Sul 58 anos histopatoldgico
. Irritagd@o por uso de .
. Masculina, i . Exame clinico e
Nah?’, India Relato de caso 9 Palato protese, tabagista e i .
58 anos B histopatoldgico
etilista
Masculino, Caso 1 e 2 sem fatores
Pabugguoglu®®, . 26 (caso 1) e 58 Palato (2) de risco associados; Exame
X Série de casos 9 L i .
Turquia anos (caso 3)./ | Labio inferior (2) caso 3 e 4, trauma histopatoldgico
Feminino, 33 cirurgico
(caso 2) e 42
anos (caso 4)

Randhawa?®, Feminino, ] Trauma local apds Exame
o Relato de caso 9 Lingua . . .
India 40 ancs exodontia histopatoldgico

Riquelme??, Feminino, . Exame

. Relato de caso 9 Palato Tabagismo (6 ancs) . .
Chile. 19 anos histopatoldgico
Isquemia por presséo

Sasindran?’, Masculino, Glandula da lesdo benigna de Exame
o Relato de caso 9 . ! . .
India 52 anos parétida glandula salivar histopatoldgico

preexistente
Senapati®?, ] Masculino, . Exame
o Série de casos 9 Palato (2) Vasculite i .
India 53 e 62 anos histopatoldgico
. Exodontia com .
Co Feminino, . Exame clinico e
Shetty?, India | Relato de caso 9 Palato anestesia local (2 . .
35 anos histopatoldgico
semanas antes)
HIV positivo, ingestéo
irregular de
medicamentos
i . Masculino, antirretrovirais desde Exame
Silva®, Brasil | Relato de caso 9 Palato . _
50 anos 1997, com histopatoldgico
desenvolvimento de
resisténcia a terapia
antirretroviral
Feminino, o Exame
Solomon®, EUA | Relato de caso 9 Palato Bulimia i .
32 anos histopatoldgico
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Lo Feminino, . Exame
Swarup®, India | Relato de caso 9 Palato Tabagismo . .
38 anos histopatoldgico
Exodontia com
L Masculino, . Exame
Trivedi®, India | Relato de caso 9 Palato anestesia local (6 i .
40 anos histopatoldgico
meses antes)
Lo Masculino, Exodontia anterior, Exame
Varsha', India | Relato de caso 10 Palato " . . .
70 anos etilista e tabagista histopatoldgico
. o Masculino, Exodontia (8 anos Exame
Vijay®*, India | Relato de caso 9 Palato . .
80 anos antes) histopatoldgico
. Doenga cardiaca, uso
i Masculino, . Exame
Wu36, China Relato de caso " Palato de aspirinas para i .
48 anos histopatoldgico
trombose
. . Hipertensao,
Yagihara®’, Masculino, Exame
Relato de caso 9 Palato Consumo constante de i .
Japao 62 anos . ) histopatoldgico
bebidas alcodlicas
Ylikontiola3®, Feminino, Adenoidectomia (3 Exame
Relato de caso 9 Palato . .
Canada 2 anos meses antes) histopatoldgico
Yoshioka®®, Masculino, Glandula Historia de hipertensao Exame
Relato de caso 9 i . i .
Japao 66 anos parotida e asma brdnguica histopatoldgico
DISCUSSAO

No nosso estudo foi possivel notar uma leve predilecdo da SN pelo género masculino, onde 28 casos foram
de acometimento em homens e 23 casos em mulheres, ratificando as informagdes ja existentes na literatura, com
predominéncia do sexo masculino de 2:1.1 Nos artigos de revisao incluidos no trabalho, observou-se em um uma
maior prevaléncia da SN pelo género masculino,12 ja no outro ndo houve predilegéo por género.13 Em relagéo a
idade do paciente, Leal10 verificaram maior acometimento em adultos jovens, ja Shin et al.13, ndo mencionaram
faixa etaria. Em nosso estudo, obtivemos o resultado da idade média de 45 anos. Ambos os estudos verificaram
uma baixa prevaléncia da SN em comparagao a outras doengas das glandulas salivares,12,13 confirmando que se
trata de uma patologia rara.

Os fatores de risco ainda sdo confusos e incertos, porém a maior incidéncia da SN nesta pesquisa se deu apés
anestesia local decorrente de cirurgias.1,3,8,13,16,22,23,26,28,29,35 Outros fatores relevantes desencadeadores
relatados foram o consumo excessivo de tabaco e alcool.4,18,19,27,30,36,37 Ressaltando o potencial prejudicial
dessas substancias. E sugerido na literatura que o uso prolongado de medicagbes em spray possa influenciar direta-
mente o desenvolvimento da SN, por sua baixa temperatura e o alcool em sua composi¢ao, favorecendo a isquemia
local.5 A regurgitacao de materiais do estdbmago pela cavidade bucal, tanto de maneira fisiolégica quanto induzida,
como nos casos de pacientes portadores de bulimia, pode provocar a isquemia vascular local. Apontamos que este
fato ocorra através da pressao dos materiais soélidos e/ou liquidos contra as glandulas salivares.,7,9,16 Em nossa
pesquisa 3 artigos (7,89%) indicaram esse fator de risco.7,9,30 Gatti menciona que a radiagao € um fator de risco
para a SN,5 porém, em nossa pesquisa nao foi relatado nenhum caso apontando este fator.

Apesar de que a isquemia vascular das glandulas salivares decorrente de trauma local € a etiologia mais fre-
guentemente relatada da SN. Em nosso estudo, alguns pacientes, mais precisamente 6, relatados em 4 artigos nao
apresentaram queixas precedentes,2,12,17,24 o que dificulta o reconhecimento preciso do fator etiolégico da SN
nestes casos.

CONCLUSAO

A SN é uma lesao rara, que tem maior prevaléncia nos pacientes do sexo masculino de meia idade, acome-
tendo mais comumente a regido do palato apds cirurgias, sendo este considerado o principal fator de risco. A baixa
quantidade de artigos metodologicamente aceitaveis sobre a prevaléncia da SN mundial em humanos impediu uma
analise precisa, limitando um parecer adequado. Portanto, sdo necessarios mais estudos com grandes amostras re-
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presentativas para obter resultados precisos e sanar essa deficiéncia na literatura. Reiteramos o fato de que a SN é
uma lesdo muitas vezes confundida com outras patologias, tornando-a pouco diagnosticada e, consequentemente,
podendo ser pouco relatada na literatura.
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