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RESUMO

MARINHO, Jeannie Delgado Oliveira. Ressec¢do pulmonar de adamantinoma
metastatico: relato de caso. Trabalho de Conclusédo de Curso (Residéncia Médica
em Cirurgia Toréacica) — Instituto Nacional de Cancer (INCA), Rio de Janeiro, 2025.

O adamantinoma € um tumor raro, com baixo potencial de malignidade caracterizado
por células de origem epitelial. E um tumor de crescimento lento e a incidéncia de
metastase € baixa. O principal sintoma relatado pelos pacientes é a dor e a fratura
patolégica pode estar presente. O inicio € insidioso e lento, mas de natureza
progressiva. O objetivo deste trabalho é apresentar o caso clinico um paciente com
metastase pulmonar Unica de adamantinoma tratado no Instituto Nacional Nacional
de Céancer. O caso apresentado se trata de um adamantinoma primario de Umero com
metastase pulmonar que foi tratado cirurgicamente com resseccao do lobo pulmonar
superior direito, tendo margens cirurgicas e linfonodos ressecados livres de neoplasia.
O tratamento preconizado pela literatura € predominantemente cirargico, ou seja,
metastasectomia, podendo ou ndo ser complementado com quimioterapia. A
sobrevida dos casos de adamantinoma metastatico é baixa e a resposta a
quimioterapia geralmente nédo é favoravel.

Palavras-chave: adamantinoma; metastase pulmonar; metastasectomia.



ABSTRACT

MARINHO, Jeannie Delgado Oliveira. Lung resection of metastatic adamantinoma:
case report. Final paper (Medical Residency in Thoracic Surgery) — Brazilian National
Cancer Institute (INCA), Rio de Janeiro, 2025.

Adamantinoma is a rare tumor with low malignant potential characterized by cells of
epithelial origin. It is a slow-growing tumor and the incidence of metastasis is low. The
main symptom reported by patients is pain and pathological fracture may be present.
The onset is insidious and slow, but progressive in nature. The objective of this work
IS to present the clinical case of a patient with a single lung metastasis from
adamantinoma treated at the Brazilian National Cancer Institute. The case presented
Is a primary adamantinoma of the humerus with pulmonary metastasis that was treated
surgically with resection of the right upper lung lobe, with surgical margins and resected
lymph nodes free of neoplasia. The treatment recommended in the literature is
predominantly surgical, that is, metastasectomy, which may or may not be
complemented with chemotherapy. Survival in cases of metastatic adamantinoma is
low and the response to chemotherapy is generally not favorable.

Keywords: adamantinoma; lung metastasis; metastasectomy.
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1 INTRODUCAO

O adamantinoma € um tumor com baixo potencial de malignidade,
caracterizado por aglomerados de células epiteliais circundados por componente
osteofibroso fusiforme relativamente brando [1]. Apresenta um tipo histolégico
bastante raro de tumor de crescimento lento, e € caracterizado por uma baixa
frequéncia de metastases.

E um tumor de baixa incidéncia (ocorre em menos de 0,5% de todos os tumores
esqueléticos primarios); em termos de idade, desenvolve-se mais frequentemente
entre os 20 e os 50 anos, sendo mais comum nos homens [1]. O principal sintoma
relatado pelos pacientes é a dor e a fratura patoldgica pode estar presente [2]. O inicio
€ insidioso e lento, mas de natureza progressiva. Manifestacdes paraneoplasicas,
como hipercalcemia, tém sido associadas ao adamantinoma de tibia com metastase
pulmonar [3].

O caso apresentado se trata de um adamantinoma priméario de imero com
metéstase pulmonar que foi tratado cirurgicamente com resseccao do lobo pulmonar
superior direito, tendo margens cirurgicas e linfonodos ressecados livres de neoplasia.
O tratamento preconizado pela literatura € predominantemente cirargico, ou seja,
metastasectomia, podendo ou ndo ser complementado com quimioterapia. A
sobrevida dos casos de adamantinoma metastatico é baixa e a resposta a
quimioterapia geralmente nédo é favoravel.

O objetivo deste trabalho é apresentar o caso clinico um paciente com
metastase pulmonar Unica de adamantinoma de Umero direito tratado no Hospital do
Cancer | do Instituto Nacional do Céancer pela equipe de Cirurgia Toracica e Oncologia
Clinica.



2 METODOLOGIA

Este € um estudo descritivo e retrospectivo do tipo relato de caso de um
paciente proveniente do Instituto Nacional de Traumatologia e Ortopedia (INTO) para
o Instituto Nacional do Cancer (INCA), no Rio de Janeiro, Brasil, em agosto de 2020,
para avaliacdo de lesdo pulmonar em lobo superior direito.

O paciente assinou o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido. Os
instrumentos de coleta de dados foram prontuario fisico e eletrbnico do paciente
incluindo laudos de exames de imagem, laudo anatomopatoldgico, evolucao clinica,
descricdo cirdrgica, dentre outras informacfes. A confidencialidade dos dados do
paciente foi observada e o estudo foi devidamente submetido e aprovado pelo Comité
de Etica em Pesquisa do INCA (CAAE: 91454725.0.0000.5274; n® do parecer:
7.792.284).

Além disso, foi realizada uma reviséo bibliografica descritiva por meio de artigos
documentados nas bases de dados Lilacs, PubMed, Scielo e UptoDate, versando

sobre os atuais manejos clinicos e cirtrgicos do adamantinoma metastatico.



3 CASO CLINICO

FAA, 60 anos, masculino, sem comorbidades prévias, ndo-tabagista, foi
submetido a ressecc¢do de sarcoma de alto grau, adamantinoma, em Umero direito em
2018 e reoperado devido recidiva local em 2020. Na Tomografia Computadorizada
(TC) de térax de controle pos-operatorio de marco de 2020 notou-se surgimento de
lesdo pulmonar de cerca de 17 mm lobo superior direito (LSD), quando foi
encaminhado para avaliagao no INCA.

Apos discussdo multidisciplinar, com TC de torax atualizada, demonstrando
crescimento da lesdo para 3,3 cm, optou-se por abordagem cirargica imediata. Risco
cirargico e prova de funcado respiratoria permissivos para lobectomia. A cirurgia de
metastasectomia pulmonar por video foi realizada em janeiro de 2021, com paciente
submetido a anestesia geral, posicionado em decubito lateral esquerdo. Realizada
incisdo em 5° EIC direito, linha axilar média anterior, com passagem de protetor de
incisdo e incisdo no 8° EIC para insercéo de otica para videotoracoscopia; LSD livre
de aderéncias ou qualquer evidéncia macroscopica de invasdo tumoral. Realizada
lobectomia superior direita e linfadenectomia das cadeias 2, 4, 7, 10 e 11.

O procedimento ocorreu sem intercorréncias. Realizada cirurgia RO. O paciente
foi extubado na sala de operacdo e encaminhado a sala de recuperacdo poés-
anestésica. Apresentou boa evolucao pés-operatoria; deambulando e alimentando-se
no 1° dia pds-operatério. Dreno de térax retirado no 3° dia de pds-operatoério. O
paciente retornou no ambulatorio de cirurgia toracica apés 16 dias de cirurgia sem
gueixas respiratorias. O laudo histopatolégico definitivo da lesédo foi de metastase de
adamantinoma, linfonodos livres de neoplasia. O paciente mantém acompanhamento

pés-operatorio ambulatorialmente até a presente data.



4 DISCUSSAO

O adamantinoma € um tumor raro, com baixo potencial de malignidade
caracterizado por células de origem epitelial, crescimento lento e baixa incidéncia de
metastases [1]. Na radiografia simples, geralmente se apresenta como uma leséo
litica lobular excéntrica e as vezes central, com margens esclerdticas de
radiotransparéncia sobreposta, com delineamento baixo ou nitido, nos dois tercos
distais da diafise ou metéfise de um longo osso [4].

A Tomografia computadorizada mostra com mais precisdo a formacéo
osteolitica, o envolvimento do cértex e a extensdo do tumor para os tecidos moles
adjacentes e revelar metastases pulmonares, sem detectar a extensao intradssea do
tumor [5]. Como parte do estadiamento, a cintilografia 6ssea de corpo inteiro deve ser
realizada em busca de deteccéo intensa do radiofarmaco para identificar possiveis
metastases.

No passado, o tratamento de escolha era a amputacao; entretanto, com o
progresso da medicina, novas técnicas cirargicas séo utilizadas atualmente para
reconstrucdes apods resseccdo em bloco da lesao [6].

Apenas 10-15% dos adamantinomas sao complicados com doenca
metastatica [4]. A metastase a distancia se desenvolve muitos anos apds a primeira
apresentacao. Os sitios metastaticos usuais sédo pulmdes, linfonodos, figado, outros
0Ss0s e pericardio, enquanto a recorréncia local ndo é incomum [7].

Os fatores de risco para recorréncia ou metastase sdo histéria médica relatando
sintomas de menos de 5 anos, sexo masculino, idade jovem, dor na apresentacao,
falta de diferenciacdo escamosa e aumento da relagéo epitélio-estroma [8].

Foi relatado que o adamantinoma metastatico € resistente a quimioterapia. O
teste imuno-histoquimico de VEGFR, PDGFR, c-kit (CD117) e EGFR é fundamental
nesta doencga. A expressao desses receptores no componente epitelial do tumor
provou predizer uma boa resposta e pode prolongar a sobrevida [3].

Quando o adamantinoma metastatiza, o prognéstico € ruim, embora 0s
inibidores de multiquinase, como o sunitinibe, possam prolongar a sobrevida [3]. E
importante adotar um acompanhamento de longo prazo, pois o diagndstico precoce é
essencial para o tratamento e prognostico de recorréncia e metastases [9].

A resseccao de todas as metastases deve ser tentada a todo custo, e a

ressec¢cdo em cunha deve ser realizada. Por se tratar de um tumor de crescimento



lento, existe um efeito benéfico potencial no uso paliativo da metastasectomia parcial,
principalmente nos casos de metastases mais centrais. Esse procedimento pode
retardar complicagbes como atelectasias obstrutivas ou hemoptises e, embora deva
ser usado apenas em casos excepcionais, recomendamos seu uso para o tratamento
de casos em que nédo ha alternativa terapéutica a cirurgia, como o0 caso aqui relatado
[10, 11].

O adamantinoma primario é resistente a radioterapia e quimioterapia. Em
adamantinomas metastaticos de pulm&o, a resposta positiva a quimioterapia foi
relatada em poucos casos. Cohen e cols.[12] verificaram que a terapia com
pazopanibe apresentou bons resultados no adamantinoma metastatico
pulmonar. Resultados semelhantes também foram relatados por Liman e cols., apos
terapia com sunitinibe [3, 11].

Em relacdo ao progndstico, a literatura aponta que a sobrevida média dos
pacientes com doenca metastatica é de doze anos e que fatores como sexo
masculino, intervalo livre de doenca (entre o tumor primario e o tumor metastéatico)
inferior a um ano, e apresentacao de recidiva local sdo associados a pior prognéstico
[10].



5 CONCLUSAO

O adamantinoma € um tumor 6sseo primario maligno indolente e raro, sendo o
tratamento da doenca primaria cirdrgico. Na configuragdo metastatica existem apenas
casos esporadicos, relatando resultados negativos ou positivos com tratamento
sistémico complementando a metastasectomia.

O paciente do presente estudo foi tratado cirurgicamente e segue em
acompanhamento com a equipe de cirurgia toracica. Nota-se, porém, que ainda séo
necessarios estudos mais robustos envolvendo metastases pulmonares de
amantinoma, por se tratar de uma doenca incomum e sobre a qual a literatura é

escassa.
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A cirurgia de exé_rese da I_eséo fol realizada em janeiro de _20~21 por

videotoracoscopia - paciente sob anestesia geral, posicao em
decubito lateral esquerdo. Realizada incisao em 5° EIC direito, linha
axilar média anterior, colocacao de protetor de incisao e incisao no
8° EIC para insercao de oOtica para videotoracoscopia, onde
visualizamos o lobo superior direito (LSD) livre de aderéncias ou
gualquer evidéncia macroscopica de invasao tumoral. Realizada
lobectomia superior direita e linfadenectomia das cadeias 10R, 11R
e /. Procedimento sem intercorréncias. Realizada cirurgia RO. Peca

cirurgica (Figura 3). Laudo da congelacao:

Relato de caso de um homem de 60 anos proveniente do Instituto
Nacional de Traumatologia e Ortopedia (INTO) para o Instituto
Nacional do Cancer (INCA), no Rio de Janeiro, Brasil, em agosto
de 2020 para avaliacao de lesao pulmonar em lobo superior
direito.

CASO CLINICO

N
N ‘

\ \ ¢ . P
\ \\ \\\ l '. .
PRRTR ~ I = ™\
0 4 . T ‘g

FAA, 60 anos, masculino, sem comorbidades prévias, nao-
. . . W\ \\\\\\\\\ \\\\%\\\\\Q\\\

Adamantinoma, em membro superior direito em 2018 e 2020, L \\\\\ L \

necessitando amputacao do membro na ultima intervencao \\\ \

Na TC de torax de marco de 2020 em controle ambulatorial notou-se

surgimento de lesao de cercade 17 mm lobo superior direito (LSD),

tabagista, foi submetido & resseccédo de sarcoma de alto grau, s \l\\\\\ \\\\\\X\\E\\\&\\
B - \\-‘\\\i\ \
\ MR \ AN \\\\\s\\\\\\
cirargica. N
guando fol encaminhado para avaliacao no INCA (Figura 1).

A G e ' %7 ?
\\ N \\ \ o .8 L2 .?’, \ \
\ R R - R
N W \\\ A
‘\{\\3&'\
\ AN

N\ "
AR
N
LA
N

.
. M \ \
\ \

. A
W AL
e R i AR
) *%“‘-‘w\ R N AR
Y X 1‘,'\ \‘. A\ \\ "\_.\‘-‘\3\":’*:\_\ S\ L \\ .\“\\ '\"'\\\.‘}\:‘_.\' ‘\'\\ RS \‘f“i-\\ -\:\'-\‘:\\‘ :" \(‘\ \ -\“\" \‘"\ \ AV \ \ \-\\ \\\

ARy A

FIGURA 3: A) Peca cirdrgica integra; B) Peca cirurgica com corte transversal.

O paciente teve boa evolucao pdés-operatdéria com deambulacao no
1° dia pos-operatorio. Dreno retirado no 3° dia de pds-operatorio.

O laudo histopatologico definitivo da lesao intrapulmonar foi
de metastase de adamantinoma. Medida: 3,3 e 1,7 cm n0oS maiores
//‘ eixos. Parénquima adjacente sem particularidades. Limites livres de

FIGURA 1: TC de térax mar/2020 A) Janela de Mediastino; B) Janela de Parénquima. neoplasia.

o o , DISCUSSAO
ApoOs discussao multidisciplinar, com TC de tdérax de outubro de

2020, demonstrando crescimento da lesao para 3,3 cm (Figura 2 A) O Adamantinoma de 0ssos longos acomete preferencialmente a
e aparecimento de nova lesao de 1,4 cm (Figura 2B), fol optado por tibia (70%), a fibula, o fémur e a ulna, podendo acometer também o
abordagem cirurgica imediata. umero ou as costelas, histologicamente semelhante ao

ameloblastoma de mandibula. Apresenta-se geralmente como um
Risco cirdrgico e PFR permissivos para lobectomia. tumor Unico situado na diafise 6ssea.

A B As metastases pulmonares mostram-se extremamente semelhantes
aos tumores primarios e tém como diagnostico diferencial a
displasia osteofibrosa. A ocorréncia de doenca metastatica e rara
(10-15%) e, quando se da, é de forma tardia, podendo acontecer até
dez anos apds a deteccao do tumor primario.

O tratamento do tumor primario se faz por resseccao local ampliada
com margens livres. Trata-se de uma neoplasia altamente
radioresistente, e nao ha, no momento, quimioterapia eficaz no
controle do tumor.
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