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RESUM O

Os teratomas cervicais compreendem 3 a 5% dos teratomas e apresentam uma incidéncia
de 1:20.000 a 40.000 nascidos vivos. Gestante de 31 anos, submetida a uma ultra-
sonografia, sendo diagnosticado grande massa em regido cervical anterior, compativel
com teratoma. O caso foi discutido com equipe interdisciplinar, sendo proposto conduta
expectante até o termo e realizacao de cesariana associada ao procedimento EXIT. Na
34* semana de gestacdo desencadeou espontaneamente o trabalho de parto. Apds a
exteriorizagao do polo cefalico foi evidenciada grande massa tumoral cervical, sendo o
feto submetido a intubacao oro-traqueal com manutencao da circulagdo materno-fetal.
Apresentou boas condi¢des ao nascimento. No terceiro dia de vida observou-se
diminui¢do da saturacdo de O,, bradicardia e cianose central, evoluindo para a parada
cardiorrespiratoria. A realizacdo do procedimento EXIT nas pacientes com teratoma
cervical objetiva uma assisténcia ventilatéria adequada ao nascimento. A adequada
coordenacdo da equipe interdisciplinar envolvida ¢ fundamental para o éxito da
assisténcia materno-fetal.

SUMMARY

INTRAPARTUM MANAGEMENT STRATEGIES FOR CONGENITAL CERVICAL
TERATOMA
The EXIT Procedure (Ex Utero Intrapartum Treatment)

Cervical teratomas are 3 to 5% of all teratomas and have an incidence of 1:20,000 to
1:40,000 live-borns. M.I.F., 31-years-old, had done a routine scan during pregnancy
that evidenced a large fetal neck mass with teratoma cervical sonographic aspect. An
interdisciplinary reunion decided for expectant management until pregnancy term when
C section with EXIT procedure would be performed. At 34 weeks occurred spontaneous
preterm labor and the interdisciplinary team was contacted. After head exteriorization
a large neck mass was noticed. The EXIT procedure was performed allowing a tranquil
orotracheal intubation while placental circulation was sustained. At third day the
patient presented hypoxia, decreased heart rate and central cyanosis developing
cardiorespiratory failure with unsuccessful response to resuscitation. Cervical teratoma
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is arare fetal condition that is very important an interdisciplinary approach performing
EXIT procedure to allow an adequate respiratory assistance at delivery. Intensive
neonatal care is essential to improve patient outcome.

INTRODUCAO

Os teratomas correspondem a tumores derivados das
células germinativas contendo os trés folhetos, ectoderma,
endoderma e mesoderma!-2. Apenas 181 casos de teratoma
cervical foram descritos na literatura até o ano de 2002.
Entretanto, somente 57 com o diagndstico pré-natal!. Os
de localizagdo cervical compreendem 3 a 5% dos teratomas
e apresentam uma incidéncia de 1:20.000 a 40.000 nascidos
vivos!. Ndo ha relacdo com idade, paridade, sexo fetal ou
ragaZ. O comprometimento das vias aéreas ¢ a complica-
¢do mais importante, tendo em vista a obstrucao
desencadeada pelo tumor cervical. O polidramnio sugere
a ocorréncia de obstrucdo traqueo-esofagica, pois o tu-
mor pode dificultar a degluti¢io do feto!3.

Sédo tumores assimétricos, moveis, unilaterais e bem
delimitados. Dentre, os principais achados ultra-sonogra-
ficos, observa-se a presenga de massa cervical multi-
loculada mista, com componentes solidos e cisticos, além
da presenga de calcificagdes®. A determinagdo do tama-
nho do tumor, a avaliacdo do crescimento fetal e do
teratoma, a confirmacdo da presenca de obstrugdo das
vias aéreas superiores e a presenca de complicacdes as-
sociadas como insuficiéncia cardiaca e hidropisia fetal sdo
informagdes de grande importancia visualizadas pela ultra-
sonografia e confirmadas através da ressonancia nuclear
magnétical-24-6,

Os teratomas cervicais sao tumores geralmente volu-
mosos, variando de 5 a 12 cm nos seus maiores didmetros,
podendo causar hipoplasia mandibular. Seu diagnostico
diferencial deve ser realizado com outras massas cervicais,
como o higroma cistico, o bécio fetal e o linfangioma. O
parto prematuro deve ser evitado, sendo a corticoterapia
obrigatoria. A via de parto preferencial ¢ a cesariana asso-
ciada ao procedimento ex utero intrapartum treatment
(EXIT). A mortalidade neonatal dos teratomas cervicais
sem a realizagdo do EXIT, cursa em torno de 80 a 100%,
diminuindo para 9 a 17% apds o seu tratamento definitivo,
a ressecgdo cirtirgica do tumor’.

O EXIT ¢ definido como sendo um procedimento no
qual ¢ realizado apos a exteriorizagdo parcial do feto da
cavidade uterina mantendo intacta a circulagdo
uteroplacentaria’-8. Essa técnica foi originalmente descri-
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ta para reverter a oclusao traqueal realizada no tratamento
intra-ttero da hérnia diafragmatica congénita grave, onde
posteriormente surgiram novas indicagdes” 12, Os primei-
ros relatos foram publicados descrevendo a intubacdo
intraparto por cesariana. Apos o desenvolvimento das
técnicas de controle do tonus uterino permitiu-se o pro-
longamento deste procedimento durante o parto. Desta
forma, se a intubagao traqueal do feto ndo fosse possivel
devido a dificuldades técnicas, a traqueostomia, a ressec-
¢do do tumor ou até mesmo uma broncoscopia poderiam
ser realizadas®%:13.

O procedimento normalmente é programado apos a 352
semana de gestacdo. Embora a prematuridade ndo seja
contra-indicagio para a sua realizagio®. O tempo de dura-
¢ao do procedimento ¢ de aproximadamente 1 hora. Entre-
tanto, ha relatos descritos de 2,5 horas de duragdo, devido
a necessidade de ressec¢do de grande teratoma cervical?.

Os cuidados maternos durante a realizacdo do proce-
dimento EXIT sdo semelhantes aos realizados durante a
cirurgia fetal a céu aberto. Além disso ¢ importante a ne-
cessidade de um relaxamento uterino e a prevencdo do
descolamento prematuro de placenta®®. Dentre as princi-
pais complicagdes maternas deste procedimento, temos
uma maior perda sangiiinea, entretanto sem a necessida-
de de hemotransfusdo, a hipotensdo materna, a atonia
uterina e a histerotomia ampliada!3.

O presente estudo visa relatar um caso de teratoma
cervical congénito, bastante raro na literatura destacando a
importancia do diagndstico pré-natal pela ultra-sonografia,
permitindo assim, um planejamento cirtirgico, e uma assis-
téncia obstétrica adequada. Além do acompanhamento com
uma equipe multidisciplinar, neonatologia, obstetricia, me-
dicina fetal, cirurgia pediatrica, anestesia e psicologia.

CASO CLINICO

M.J.E., 31 anos, quarta Gesta, trés Para foi admitida no
setor de medicina fetal da enfermaria de alto risco do Ins-
tituto Materno Infantil Prof. Fernando Figueira (IMIP) em
30 de agosto de 2004, com 30 semanas e cinco dias de
gestacdo. Encaminhada do pré-natal com ultra-sonografia
sugerindo uma massa heterogénea em poélo cefalico nao
caracterizada.
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Negava doengas prévias a gestacdo, manobras
abortivas, contato com doengas infecciosas, uso de dro-
gas ¢ exposi¢do a radiagdo. O exame fisico geral e toco-
ginecoldgico na admissao nao detectaram anormalidades.
As hipéteses diagnosticas na internagdo foram de gesta-
¢do na 30? semana associada a tumor cefalico e
polidramnio. Foi submetida a exames laboratoriais da roti-
na do pré-natal que se encontravam sem alteragoes.

No mesmo dia do seu internamento a paciente foi sub-
metida a exame ultra-sonografico. No estudo da morfologia
fetal foi evidenciada grande massa cervical de
ecogenicidade mista (&reas hiperecogénicas, ecogénicas
e anecogénicas) medindo 9,6 x 9,1 x 6,7 cm (Figura 1). A
coluna vertebral apresentava-se sem defeitos, porém ob-
serva-se hiperextensdo cervical. O estbmago encontrava-
se de pequeno volume e demais 6rgdos sem anormalida-
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Fig. 1 — Imagem ultra-sonogrdfica, em corte transversa

des. O indice de liquido amnidtico apresentava-se aumen-
tado com um valor de 38 cm (polidramnio)'4.

Devido a possibilidade de parto prematuro foi feito
corticoterapia para maturagdo pulmonar com betametasona
24 mg divididas em duas doses. Na 332 semana de gesta-
¢do foi submetida a um novo exame ultra-sonografico. A
morfologia do feto encontrava-se inalterada em relagdo ao
exame anterior. Apenas foram observados sinais sugesti-
vos de obstrugdo traqueo-esofagica, como regurgitacio e
presenca de liquido amnidtico em narinas e orofaringe. O
indice de liquido amnidtico apresentava-se aumentado com
um valor de 41 cm (polidramnio)!4.

Nesta ocasido a paciente encontrava-se bastante an-
siosa e agitada, por conta do internamento prolongado.
Apesar do acompanhamento psicologico e dos esclareci-
mentos quanto a possibilidade de parto prematuro, amea-
¢ou evadir-se do hospital, justificando o fato por possuir
trés filhos menores de idade, no interior do estado de
Pernambuco. Desta forma, decidiu-se pela alta hospitalar,
sendo orientada a retornar se houvesse alguma inter-
corréncia.

O caso clinico foi discutido em reunido clinica com

esquerda) e parassagita
Observe a presenga de tumorag¢do cervical de ecogenicidade mista (dareas hiperecogénicas e anecoicas).
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a cirurgia pediatrica e a neonatologia, sendo decidido por
conduta expectante e aguardar, o termo da gestagdo para
programar a resolug@o da gravidez com a realizagdo da
cesariana associada ao EXIT.

No dia 23 de setembro de 2004, com 34 semanas e dois
dias, a paciente foi readmitida em trabalho de parto prema-
turo. No exame tocoginecologico encontrava-se com dila-
tacdo cervical de 6 cm. Membrana amniotica integra, apre-
sentagdo cefalica, dindmica uterina com uma contragao
em 10 minutos e batimentos cardio-fetais de 148 bpm. Ini-
ciado tocolise com nifedipina, reservado trés concentra-
dos de hemacias, caso houvesse necessidade de hemo-
transfusdo materna e 300 ml de sangue irradiado O negati-
vo, caso houvesse necessidade de hemotransfusdo fetal
e contactado com a equipe para a realizagdo do procedi-
mento EXIT.

No dia seguinte a
paciente evoluiu com
dilatagdo cervical de
9 cm. Membrana
amniotica integra, di-
namica uterina com
trés contragdes de 35
segundos em 10 mi-
nutos e os batimen-
tos cardio-fetais de
144 bpm. A paciente
foi encaminhada ao
bloco cirtrgico para realizacao de cesariana associada ao
EXIT, com o objetivo de estabelecer a via aérea fetal atra-
vés de intubagdo oro-traqueal ou traqueostomia. Caso ndo
houvesse sucesso com as duas possibilidades citadas,
seria realizada a correcdo cirurgica mantendo-se a circula-
¢do materno-fetal.

A paciente foi colocada em decubito dorsal sob
anestesia geral, feita a anti-sepsia da regido operatoria e
aposi¢ao de campos cirurgicos. A incisdo da pele foi lon-
gitudinal e feita cuidadosa abertura da cavidade abdomi-
nal por planos, sendo realizado hemostasia com bisturi
elétrico convencional. A histerotomia foi longitudinal com
clampeamento dos grandes vasos e aspira¢ao do liquido
amniotico. O feto foi exteriorizado até a por¢do superior
do térax e feito a intubagao oro-traqueal fetal com suces-
so (Figura 2). Posteriormente foram realizados o despren-
dimento fetal, clampeamento do cordao umbilical e o fe-
chamento da cavidade uterina e abdominal por planos
anatomicos.

A duragdo do procedimento total foi de 120 minutos,
sendo 15 minutos do EXIT. Iniciado antibioticoterapia com
ceftriaxona (2 g/dia) e metronidazol (2 g/dia). Nao houve

ao pescogo.
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EXIT. A direita observe o aspecto pos-natal da tumoragdo.

complicagdes, o sangramento foi normal e a paciente foi
extubada sem intercorréncias.

Apbs a intubagdo oro-traqueal do feto foi realizado a
aspiragdo de vias aéreas superiores ¢ os cuidados
neonatais iniciais. O recém-nascido pesando 2.450 g apre-
sentou Apgar de sete e oito, no primeiro e quinto minuto,
respectivamente. O exame fisico revelou-se levemente
dispnéico com a presenca de tiragem subcostal e
tumoracao cervical antero-lateral direita medindo 16 cm.

O neonato foi encaminhado ao bergario, sendo realiza-
do cateterismo umbilical. Foi solicitada reserva de 50 ml de
sangue para a cirurgia de ressec¢@o do tumor. No primeiro
dia de vida foi submetido a uma ressonancia nuclear mag-
nética cervical pds-natal nos planos sagitais, axiais e
coronais ponderadas em T1, T2, FLAIR e SPIR antes e
apos a injecdo de contraste endovenoso paramagnético.
Observado a presenga de volumosa massa heterogénea
(s6lida e cistica) medindo 12,5 x 12 x 11,5 cm, equivalente
a0 volume de 902 cm3. A tumoragio era predominante-

Fig. 3 — Ima-
gem em T2 de
Ressondncia
Nuclear
Magnética no
plano
parassagital do
polo cefilico e
pescogo.
Observe grande
imagem
tumoral
multiloculada
ao nivel de
regido cervical.

Fig. 2 — Observe a esquerda a intubag¢do oro-traqueal de feto portador de teratoma cervical realizada durante o procedimento
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mente so6lida e apresentava-se com contornos regulares e
de crescimento predominantemente exofitico (Figura 3).

Localizava-se na regido cervical anterior mais a direita,
com multiplos focos calcificados em seu interior e intensa
captagdo de contraste. Ocasionava importante desvio da
traquéia para a esquerda e significativa obstrugdo. A arté-
ria carétidas esquerda encontrava-se com dimensdes nor-
mais e a carotida direita com dimensdes reduzidas em rela-
¢d0 a contra-lateral, porém permeavel e sem sinais de in-
vasdo. As veias jugulares apresentavam-se comprimidas
sendo dificil a avaliagdo de sua luz vascular. O ramo direi-
to da mandibula ndo se encontrava desenvolvido. A
tire6ide ndo era visualizada, pois se encontrava engloba-
da pela tumoragdo. Embora a massa tivesse uma extensao
inferior significativa, ndo havia sinais de invasdo do
mediastino e corpos vertebrais cervicais com morfologia e
intensidade normais, ndo havendo sinais de invasdo para
o canal raquidiano.

Nos dois primeiros dias de vida o recém-nascido evo-
luiu sem intercorréncias, aguardando a programagio da
cirurgia de ressec¢do do tumor. Entretanto, no dia 27 de
setembro de 2004, terceiro dia de vida evoluiu com dimi-
nui¢do da saturagdo de O,, bradicardia e cianose central.
Foi evidenciada ma perfusdo pulmonar, sendo realizada
ventilagdo com pressdo positiva. O neonato apresentou
parada cardio-respiratéria ¢ feitas manobras de reanima-
¢d0. O tubo oro-traqueal foi aspirado, ndo sendo eviden-
ciada secregdes. O recém-nascido ndo apresentou
expansibilidade toracica, retirado o tubo oro-traqueal e
constatada a presenca de rolha de muco. Realizada nova
intubagdo, com boa expansibilidade toracica, mas persis-
téncia da parada cardio-respiratdria. Manobras de reani-
magdo foram novamente tentadas, sem sucesso.

O recém-nascido foi encaminhado ao servigo de
anatomia patolégica e constatado a presenca de uma
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Fig. 4 — Aspecto pos-morte de neonato portador de teratoma
cervical gigante.

tumoragdo cervical gigante (Figura 4), onde depois de re-
tirado a pele e o tecido celular subcutaneo cervical, apre-
sentava caracteristicas macroscopicas de teratoma. A aber-
tura da cavidade toracica e abdominal ndo evidenciou
nenhuma alteragdo macroscopicamente visivel. O tumor
foi dissecado sendo evidenciada extensdo do mesmo na
regido cervical levando a distor¢do importante da anato-
mia, com obstrucdo e desvio da traquéia. Apds abertura
do tumor, foram visualizadas areas cisticas e solidas, ca-

Fig. 5 — Tumoragdo cervical apds ter sido retirado a pele e o tecido celular subcutineo (esquerda); corte longi-
tudinal da tumoragdo cervical (direita) contendo dreas cisticas e solidas caracteristicas do teratoma cervical.

racteristicos do teratoma (Figura 5).

Todas as informagdes foram obtidas apds assinatura
do termo de consentimento livre e esclarecido da paciente
e aprovado pela Comissdo de Etica em pesquisa do Insti-
tuto Materno Infantil Prof. Fernando Figueira (IMIP), se-
guindo as orientagdes do Codigo de Etica Médica — Reso-
lugdo do Conselho Federal de Medicina 1246/1998 e ob-
servado os Principios Eticos para Pesquisa Médica En-
volvendo Individuos Humanos descritos na Declaragao
de Helsinki (1964) e atualizada pela 52* Assembléia Geral
da Associagdo Médica Mundial em Edimburgo (2000).
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DISCUSSAO

O caso relatado tem grande importancia, pois além de
ter sido a primeira intervencao cirurgica materno-fetal
intraparto realizada no Instituto Materno-Infantil Profes-
sor Fernando Figueira (IMIP), o diagndstico pré-natal de
teratoma cervical congénito é raro!.

No Brasil o primeiro caso de teratoma cervical
congénito publicado foi em 1998. Entretanto, neste relato
nao foi realizado o procedimento EXIT, nascendo um feto
com 30 semanas através da cirurgia cesariana convencio-
nal. O neonato necessitou de manobras de reanimagao na
sala de parto, com Apgar de um e seis, no primeiro e quin-
to minuto, respectivamente. Evoluiu nas primeiras 24 ho-
ras com insuficiéncia respiratoria progressiva, sendo ope-
rado de urgéncia e uma hora apos a ressec¢ao cirurgica foi
a 6bito!3. No nosso caso a cesariana associada ao EXIT
foi realizada com sucesso, sendo o feto intubado, resul-
tando no nascimento de um recém-nascido na 342 semana
de gestagdo e Apgar de sete e oito, no primeiro e quinto
minutos, respectivamente, semelhante a outros casos des-
critos na literatural®. Entretanto, nos dois casos, os
neonatos apresentaram insuficiéncia respiratoria grave nos
primeiros dias de vida, evoluindo para o 6bito.

Emum estu-
% doretrospecti-
; vo foram in-
cluidos 1.316
fetos com di-
agnostico pré-
natal de ano-
malias
congénitas no
periodo de
199322000.Os
autores obti-
veram 16 ca-
sos de tumo-
res solidos,
sendo quatro casos de tera-toma cervical. Um feto teve a
gestacdo interrompida na 212 semana devido a hidropisia.
O segundo evoluiu com hidropisia e parto prematuro na
312 semana, ndo sobrevivendo no periodo neonatal. O ter-
ceiro nasceu com o auxilio do EXIT e sobreviveu apos
ressecgao cirtrgica. E o quarto feto desenvolveu hidropisia
na 28? semana de gravidez e foi a Obito intra-titero. Os
autores encontraram uma incidéncia de um para cada 20.000
a 40.000 nascimentos e ressaltam o péssimo prognéstico
fetal, assemelhando-se apenas aos tumores mediastinais?.

Na avaliagdo de cinco casos de teratoma cervical, onde
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foi possivel a realizagdo do EXIT em quatro destes paci-
entes, obteve-se uma via aérea pérvia ao nascimento em
todos esses recém-nascidos. Desta forma, é aconselhada
arealizagdo deste procedimento no tratamento do teratoma
cervical congénito!”.

Baseado na experiéncia de 10 anos no acompanha-
mento de trés centros de referéncia em medicina fetal foi
diagnosticado sete fetos portadores de teratoma cervical
gigante. Destes, quatro apresentaram hidropisia, sendo
que dois faleceram intra-utero e um teve a gestacao inter-
rompida por desejo dos pais. O unico feto hidrépico so-
brevivente apresentava uma massa cervical anterior de
aproximadamente 10 cm, sendo a ressecgao tumor realiza-
da na 242 semana de gravidez, retornando o feto a cavida-
de uterina. Todo o procedimento durou cerca de 200 minu-
tos. Nasceu com 34 semanas de gestacao através do EXIT.
Apresentou traqueomaldcia, paralisia de corda vocal es-
querda e hipotiroidismo, sendo realizado tratamento
hormonal. Foi extubado com 32 dias de vida recebendo
alta hospitalar sem intercorréncias?.

Os outros trés casos ndo apresentaram hidropisia e
nasceram de termo. O primeiro foi intubado ao nascimento
via broncoscopica sendo operado no primeiro dia de vida
com resseccao definitiva do teratoma. O EXIT por si s6
durou apenas 15 minutos e a ressec¢do pos-natal 120 mi-
nutos. Foi extubado com 14 dias de vida e apresentou
paralisia de corda vocal direita com o crescimento e o de-
senvolvimento normais. No segundo paciente, a intubacao
nao foi possivel, sendo realizada traqueostomia e o feto
foi operado imediatamente apds o nascimento. O EXIT
durou 45 minutos ¢ a ressec¢do cirurgica 110 minutos.
Posteriormente o tubo da traqueostomia foi removido e o
acompanhamento foi normal. No altimo paciente, nao foi
possivel intubag¢do oro-traqueal nem mesmo a
traqueostomia devido a extensao do tumor. Foi operado
mantendo-se a circulagdo uteroplacentaria por 150 minu-
tos. Evoluiu com traqueomalacia e paralisia de corda vo-
cal. Foi extubado com 45 dias de vida, mas teve de ser
submetido a nova traqueostomia por traqueomalacia
intratavel e reoperado por recorréncia do tumor?. No nos-
so paciente o tempo de realizacao do EXIT foi de 15 minu-
tos, semelhante a literatura. Entretanto, ressaltamos a pou-
ca dificuldade técnica do procedimento, ja que a tumoragao
ndo se encontrava com sinais importantes de invasao a
orgdos adjacentes, sendo possivel a intubagdo oro-
traqueal.

Diante do exposto, sugere-se que havendo evidéncia
de hidropisia nos fetos portadores do teratoma cervical, o
fator decisivo sera a idade gestacional. Entdo, se este feto
apresentar idade gestacional inferior a 28 semanas, deve
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ser proposta intervengao fetal intra-ttero. Caso apresente
idade gestacional superior a 28 semanas, realiza-se o par-
to. Neste caso, se houver sinais de evidéncia de obstru-
¢do das vias aéreas, deve ser realizado o EXIT, caso con-
trario, a cesariana tradicional?.

Os fetos que ndo apresentem hidropisia nem sinais de
obstru¢do das vias aéreas devem ser acompanhados com
ultra-sonografia seriada e o parto programado para o ter-
mo. Havendo evidéncia de obstrugdo das vias aéreas, o
EXIT deve ser realizado com o objetivo inicial de assegu-
rar via aérea adequada?.

Desta forma, a conduta descrita neste relato, foi a
da realizagdo do procedimento EXIT, como a melhor op-
¢do terapéutica, ja que tinhamos sinais ecograficos de
obstrucdo das vias aéreas, como regurgitacao, polidramnio
e liquido na regiao do esdfago e traquéia. Além de aguar-
dar o termo da gestagao, ja que ndo tinhamos evidéncias
de insuficiéncia cardiaca ou de hidropisia fetal. Entretan-
to, a paciente foi submetida a cesariana de urgéncia com o
procedimento EXIT, devido ao desencadeamento do tra-
balho de parto prematuro ndo inibido com a nifedipina.

O diagnostico pré-natal ¢ de grande importancia no
acompanhamento durante a gestacao, definindo a melhor
conduta a ser realizada e sendo indispensavel na reducao
da morbimortalidade perinatal causada pela obstrugao das
vias aéreas superiores!8. Neste caso o diagndstico pré-
natal forneceu condi¢des para a formagdo de uma equipe
multidisciplinar integrada e que foi fundamental para o
nascimento do feto em boas condigdes e a realizagdo do
procedimento EXIT com sucesso. Todos os profissionais
envolvidos sdo extremamente importantes, como os obs-
tetras, fetdlogos, neonatologistas, cirurgides pediatricos,
radiologistas, anestesistas, psicologos ¢ a equipe de en-
fermagem. Uma falha em qualquer uma dessas etapas pode
resultar num desfecho desfavoravel!3.
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