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Abstract

Cystoadenomas are considered uncommon neoplasms of epithelial salivary origin and are characterized by having multiple
papillary projections and microcystic spaces recovered by cuboid and cilindric cells. Cystoadenoma is defined by the WHO as a
salivary neoplasia very similar to Warthin’s tumour, but lacking lymphoid cells. The most common sites are the larynx,
nasopharynx and lachrymal gland, although in some occasions these lesions can be found in the lips, buccal mucosa, palate and
tonsillae. Thus 35% of cystoadenomas have minor salivary gland locations.
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Resumen

El cistoadenoma es un tumor salival benigno de origen epitelial muy infrecuente que se caracteriza por presentar multiples
proyecciones papilares y espacios microquisticos recubiertos de células cilindricas o cuboideas. La OMS define el cistoadenoma
como una neoplasia salival muy similar al tumor de Warthin, que carece de componente linfoide. La mayoria de cistoadenomas se
han descrito a nivel de la laringe, la nasofaringe, asi como en la glandula parétida y las glandulas lacrimales. Sin embargo, pueden
localizarse con menor frecuencia en las mucosas labial y bucal, en la fosa tonsilar y en el paladar. El 35% se sitlan en las

glandulas salivales menores

PALABRAS CLAVES: glandulas salivales menores, neoplasia, cistoadenoma papilar.

Introduccion

Las glandulas salivales pueden ser asentamiento de
procesos tumorales, los cuales se presentan con
una muy baja incidencia en estos tejidos, segun la
literatura entre 2-3 casos cada 100000 habitantes®.
Segln su origen, estas neoplasias pueden ser
epiteliales y no epiteliales; dentro de la primera
clasificacion ~ se  encuentra el llamado
Cistoadenoma Papilar Linfomatoso (CAPL)".

El CAPL, también llamado Tumor de Whartin, es
una neoplasia benigna de glandulas salivales cuya
localizacion principal es la glandula paro6tida,
ocasionalmente ha sido reportado en glandula

submaxilar y en glandulas salivales menores como
las palatinas, labiales, en amigdalas y seno maxilar
2. Representa ente el 6 y 7% de los tumores de la
glandula Pardtida > *, manifestindose mas en el
sexo masculino entre la 5° y 7° década de la vida*®,
y su ubicacion més frecuente es en el polo inferior,
como en el l6bulo superficial de la glandula *°.

Su etiologia es desconocida, pero se ha demostrado
una asociacion importante con el tabaquismo como
factor predisponente “°. También se han propuesto
varias teorfas, como por ejemplo la hormonal’,
debido a su alta incidencia en hombres® ® aunque
su significancia no es clara en el desarrollo de
tumores de las glandulas salivales; la teoria
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embrionaria, propone que este tumor se desarrolla
de inclusiones de conductos salivales en
linfonodos, después del desarrollo embrionario de
la glandula parétida, por lo que deberia ser
considerado un hamartoma &, y la teoria infecciosa,
que lo asocia con el virus Epstein-Barr y el
citomegalovirus; recientemente también se plantea
el rol del virus herpes humano tipo 8 (HHV-8),
aunque no se ha esclarecido completamente cual
pudiera ser realmente el rol de este virus en el
desarrollo del mismo °.

La evaluacion clinica es el primer paso
diagnostico, habitualmente los tumores glandulares
son palpables antes que visibles.

Debido a la baja frecuencia en la presentacion de
estos tumores no existen estudios con una muestra
amplia, por  este motivo creemos que la
presentacion del caso clinico de cistoadenoma en
las glandulas salivales menores puede ser
interesante, asi como sus diagnoésticos diferenciales
con otros tumores mas frecuentes en esta
localizacion *°.

Reporte de caso

Paciente de sexo femenino, caucéasica, de 75 afnos
de edad que acudio al servicio de prevencion de
cancer oral, de la facultad de Odontologia de la
Universidad Nacional de Coérdoba, Argentina. Se
realiz6 la confeccion de la historia clinica, previa
firma del consentimiento informado. La paciente
fue fumadora de cigarrillos por méas de 20 afios,
consumidora de mate y nunca consumi6 alcohol.
Como antecedentes personales referia tener
hipertension arterial, hipotiroidismo y gastritis
cronica (bajo tratamiento médico).

Al examen clinico intrabucal la paciente es
desdentada total del maxilar superior e inferior,
pudiéndose apreciar una masa Unica de aspecto
tumoral, base sésil, de 13 mm sentido longitudinal
por 14 mm en sentido sagital y 3 mm en altura, la
mucosa que recubre el tumor presentaba una
tonalidad rojo violacea y en partes con
telangestasias superficiales (Fig. 1, Superior),
ubicada en tercio posterior de paladar duro,
proxima al reborde alveolar del lado izquierdo. De
8 meses de evolucion, de crecimiento lento. Su
consistencia era blanda de aspecto quistico y con
una minima sensibilidad espontdnea y a la
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palpacion, que la paciente relataba como una
“corriente eléctrica” y sin adenopatia presentes.

Se realiz6 diagnostico por imagenes de tipo
ortopantomografia, no encontrandose alteraciones
relevantes.

Se ordenaron andlisis de sangre rutinario estando
dentro de los valores normales para la realizacion
del procedimiento quirdrgico y se realizd la
reseccién completa (biopsia excisional) de la
tumoracidn bajo anestesia local sin complicaciones
intraoperatorias y con un postoperatorio favorable
(Fig. 1; inferior). El analisis anatomopatoldgico
concluy6 como resultado cistoadenoma papilar
linfomatoide (Fig. 2).

En un control posterior hasta los 6 meses, no se
observo recurrencia del tumor y continda con
controles periodicos.

Figura 1. Arriba: En la zona central se observa la mucosa que recubre
el tumor con una tonalidad rojo violacea y en partes con telangestasias
superficiales; Abajo: postoperatorio favorable, paladar sin lesion.
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Figura 2. Histologia H/E. 200X. Der. Arriba: Zona con abundante
foliculos linfoides e islotes que forman conductos con aspecto
cribiforme, rodeado de sustancia hialina; lzq. Arriba: Area de
tejido fibroso denso con sectores hemorragicos, espacios quisticos
revestidos de epitelio de doble capa y algunos crecimientos
intraluminales en parte inferior. Der. Abajo: Zonas quisticas revestidas
de epitelio de doble capa y por debajo tejido fibroso denso con
trayectos vasculares y focos de infiltrado linfocitario.

Discusién

En la primera clasificacion publicada por la OMS
en 1972 se describi6 el cistoadenoma papilar como
una entidad independiente, separada del
cistoadenoma papilar oncocitico o Tumor de
Warthin debido a la ausencia de células linfoides,
caracteristica principal que diferencia ambos
tumores. Se incluia al cistoadenoma dentro del
grupo de los adenomas monomorfos en base al
patron histolégico del tumor *°. En este momento,
el cistoadenoma pasd a constituir una entidad
histopatoldgica independiente que, ademas, se
subdividia en los tipos papilar y mucinoso. Desde
el 2005 se incluye al cistoadenoma dentro de los
tumores epiteliales benignos en el grupo de los
adenomas monomorfos *"*°.

La etiopatogenia de este tumor es discutida por
varios autores “*®°, Chaudhry et al. % sugieren que
el cistoadenoma papilar podria tratarse de una
reaccion hiperplasica papilar intraductal, mientras
que otros investigadores propugnan que esta
entidad seria una variante quistica de los adenomas
monomorfos °. Bauer & Bauer ?' atribuyen el
origen de esta tumoracion al epitelio indiferenciado
de los conductos intercalares de la gldndula salival
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y otros como Kerpel et al. no lo consideran un
verdadero tumor sino una hiperplasia de este
epitelio del conducto salival®?. Otros autores lo
consideran una verdadera proliferacion neoplésica
de canales de las glandulas salivales, o tener un
origen reactivo o metapléasico®*?.

La frecuencia de presentaciéon de esta entidad es
muy controvertida en la literatura. En este sentido,
la mayor parte de los autores coinciden en que su
incidencia es baja. Mientras que Waldron et al.,
reportan un 8,1% de cistoadenomas dentro del total
de los tumores benignos, otros autores como
Chaudhry et al., cifraron en 1961 en un 2% la
frecuencia de estas lesiones . La frecuencia
descrita por estos Ultimos, podria considerarse
como una de las referencias mas fiables, ya que la
cantidad de la muestra estudiada sigue siendo hasta
el momento la mas amplia (1.414 casos de tumores
de glandulas salivales menores). Asf Toida et al. ¥
informaron 1 caso de cistadenoma papilar entre 82
casos de tumores intraorales de glandulas salivales
menores, como otros autores informaron solo 3
casos del tumor (7,0%) de 43 casos de tumores de
glandulas salivales menores benignos intraorales®.
Ademas, de los 800 tumores benignos intraorales
de las glandulas salivales reportados en la literatura
del idioma inglés entre 1927 y 1960, 16 casos de
cistadenoma papilar (2.0%) han sido reportados .
El cistadenoma papilar linfomatoso (CPL), siendo
benigno, es la segunda neoplasia mas comin en
glandulas  salivales. Tiene una  marcada
predileccidn por la glandula parétida y los ganglios
intraparotideos. Sin embargo, ha sido reportada,
aunque con poca frecuencia, en glandula
submandibular y glandula salivales menores %,
Sin embargo, existen casos de cistadenoma que
afecta a otros sitios, como los labios, mejilla,
region posterior de la lengua, paladar, &rea
retromolar también se han descrito 5343

El cistadenoma frecuentemente afecta a los
pacientes en el sexto década de la vida, con una
relacion mujer: hombre de 3: 1 ¥ Asi, en la
literatura revisada pudimos observar que el
predominio del sexo femenino varié desde no
significativo ™ “° hasta el 48% “* a 72%. En
cambio, la literatura latinoamericana mostré que el
predominio del sexo femenino varia entre el 38%
*yel 62,5% *.

En el diagndstico diferencial se podrian incluir
lesiones como los quistes de retencion mucosa 0
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los mucoceles, los adenomas pleomorfos, y los
linfangiomas; igualmente debe hacerse diagnéstico
con cistadenocarcinoma 2434445484951 g6 son
morfolégicamente  muy  similares a  los
cistodenomas, con el carcinoma mucoepidermoide
de bajo grado *****!, adenocarcinoma *' y el tumor
de Warthin 3247491,

El tratamiento indicado es la escision quirdrgica
336435253 " aunque el seguimiento del paciente es
necesario ya que las recidivas a la extirpacion
incompleta se han informado *'. Por el momento
no se ha publicado ningun caso de recurrencia de
las lesiones durante un periodo de seguimiento
aunque algunos autores consideran que los
cistoadenomas son tumores potencialmente
malignos, pero no hemos encontrado referencias de
malignizaciones en la literatura %>+,

Los autores declaran que no existen conflictos potenciales de interés
con respecto a la autoria y/o publicacion de este articulo.

The authors declare no potential conflicts of interest with respect to
the authorship and/or publication of this article.
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