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CASO CLINICO / CLINICAL CASE

Hiperplasia endotelial papilar intravascular
en la cavidad oral: reporte de un caso.

Intravascular papillary endothelial hyperplasia: a case report.
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RESUMEN

La hiperplasia endotelial papilar intravascular (HEPI) es una lesion
benigna muy poco comun en la cavidad oral. Fue descrita por primera
vez por Masson en 1923 como hemangioendotelioma vegetante intra-
vascular; mas adelante, se le dieron diferentes nombres como «angio-
matosis intravascular, «pseudoangiosarcoma de Masson» y, por tltimo,
«hiperplasia endotelial papilifera intravascular». Los hallazgos en boca
son poco comunes, y cuando se presentan, generalmente es en labio.
Se expone el caso clinico de un paciente de 78 afos de edad con una
lesion asintomatica bilobular en encia, que refiere una evolucion lenta
y progresiva de 10 afios. Se emiti6 un diagnostico clinico presuntivo de
granuloma periférico de células gigantes y se procedio a realizar biopsia
escisional, asi como su envio a estudio histopatologico para confirmar el
diagnostico; se emitio el diagnostico de HEPI y se confirmé por medio
de inmunohistoquimica. Esta lesion puede ser facilmente confundida
con neoplasias malignas vasculares (angiosarcoma, sarcoma de Kaposi),
tanto clinica como histopatologicamente. El objetivo de este trabajo
es describir mediante un caso clinico la importancia de un correcto
diagnostico a través de una adecuada exploracion clinica, asi como
una observacion microscopica a conciencia y la comunicacion inter-
disciplinaria entre el cirujano maxilofacial y el patologo bucal, para no
confundir esta entidad benigna con otro tipo de patologias que requieren
tratamientos mas agresivos e invasivos, sin ser adecuados para la HEPI.

Palabras clave: Hiperplasia endotelial papilar intravascular, heman-
gioma de Masson, sarcoma de tejidos blandos, angiosarcoma, HEPI.

ABSTRACT

Intravascular papillary endothelial hyperplasia (IPEH) is a rare
benign lesion in the oral cavity. It was first described by Masson
in 1923 as intravascular vegetating hemangioendothelioma, and
later received different names, like «intravascular angiomatosisy,
«Masson's pseudoangiosarcoma» and «intravascular papillary
endothelial hyperplasiay; findings in the mouth are rare, and when
present, they are generally in the lip. The clinical case presented is a
78-year-old patient with a bilobular asymptomatic lesion in gingiva
with a slow and progressive 10-year evolution. A presumptive clinical
diagnosis of peripheral giant-cell granuloma was issued, followed by
an excisional biopsy and histopathology study to confirm the diagnosis;
it had been correctly diagnosed as IPEH, which was confirmed by
immunohistochemistry. This lesion can be easily confused with vascular
malignancies (angiosarcoma, Kaposi sarcoma) both clinically and
histologically. The intention of this work is, through a clinical case,
to describe the importance of a correct diagnosis by a proper clinical
examination, detailed microscopic observation and interdisciplinary
communication between the surgeon and the pathologist, in order to
avoid a misdiagnosis of this benign entity with other pathologies that
require more aggressive and invasive treatments, inadequate for IPEH.

Key words: Intravascular papillary endothelial hyperplasia, Masson's
hemangioma, soft-tissue sarcoma, angiosarcoma, [IPEH.

INTRODUCCION
* Cirujano Oral y Maxilofacial. l a hiperplasia endotelial papilar intravascular (HEPI)
** Profesor de Patologia Bucal, Facultad de Odontologia, Universidad es una lesion poco Comfjn; fue descrita por pr‘imera

Autéonoma de Baja California (UABC). Mexicali, BC, México.

**% Profesora de Patologia Bucal y Coordinadora de Formacion Basica de la
Facultad de Odontologia, Universidad Auténoma de Baja California (UABC).
Mexicali, BC, México.

* Coordinadora de la Especialidad de Cirugia Oral y Maxilofacial, Instituto de
Ciencias Biomédicas, Universidad Autonoma de Ciudad Juarez (UACJ). Cd.
Juarez, Chih., México.

vez en 1923 por P Masson' como «hemangioendotelioma
vegetante intravasculary, al referirse a una proliferacion
endotelial papilifera peculiar observada en venas hemo-
rroidales. Masson describi6 esta lesion como un tumor
vascular benigno, que histolégicamente podia simular un
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Anos después, un cuadro similar en estructuras vascu-
lares de diversos érganos fue descrito por Henschen,? y
posteriormente, se le dieron diversas definiciones como
«angiomatosis intravascular,® «pseudoangiosarcoma de
Masson»* y, por Gltimo, «hiperplasia endotelial papilar
intravascular» por Clearkin y Enzinger® en 1976, la cual es
la descripcién mds utilizada en la actualidad. Esta lesion
puede ser facilmente confundida, tanto clinica como
histopatolégicamente, con neoplasias malignas vasculares
(angiosarcoma, sarcoma de Kaposi). Los hallazgos en boca
son poco comunes y, cuando ocurren, generalmente se
localizan en el labio.®” Presentamos un caso de HEPI en
una ubicacién inusual (encia vestibular).

CASO CLINICO

Acudi6 a una clinica privada paciente masculino de 78
anos de edad debido a un sangrado gingival recurrente.
A la exploracion fisica, se encontraba consciente, tran-
quilo, cooperador, con simetria facial, normocéfalo, con
adecuada implantacion de cabello, pupilas isocéricas,
movimientos oculares sin alteracién, narinas permeables,

pobre hidratacién de piel y tegumentos, labios delgados,
apertura oral de 43 mm.

Ala exploracion intraoral, presentaba denticién com-
pleta, sin movilidad dental, lesiones de caries asintomati-
cas en varios 6rganos dentales. Fue notable la presencia
de placa microbiana, lengua con adecuada movilidad,
sin aumentos de volumen, cuello sin adenomegalias ni
aumentos de volumen.

Se realiz6 el hallazgo de un nédulo bilobular en la
encia insertada de regién mandibular posterior vestibu-
lar, entre el primero y segundo molar del lado izquierdo
(Figura 1A); la lesién, de dos centimetros de largo por dos
centimetros de ancho por un centimetro de alto, era asin-
tomdtica, presentaba dos colores muy bien definidos: la
porcién basal era del mismo color de la mucosa adyacente
y la porcién superficial presentaba un color rojo violdceo,
de consistencia firme y no desplazable, con sangrado leve
al contacto en el I6bulo superficial.

El paciente refirié un tiempo de evolucion de 10 afos
y un crecimiento lento y progresivo de la lesién durante
ese periodo. Debido a estas caracteristicas, se emitié un
diagndstico presuntivo de granuloma periférico de células

Figura 1.

A. Imagen clinica inicial de la lesion. B. Pieza qui-
rurgica después de la escision. C. Espécimen fijado
en formol al 10%. D. Montaje del corte histologico,
donde se distingue una laguna venosa superficial
(rojo) y tejido hiperplasico vascular (morado).
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gigantes y se procedio a realizar una biopsia escisional y el
envio para un estudio histopatolégico a fin de confirmar
el diagnéstico.

Se llevé a cabo la escision quirtrgica de la lesion, pre-
via asepsia y antisepsia de la zona, colocacién de campos
estériles y bloqueo del nervio dentario inferior infiltrando
articaina con epinefrina al 2% 1:100,000. Posteriormente,
se realizé incision en huso con hoja de bisturi Ndm. 15C
en direccién de la unién mucogingival y remocién de la
lesién en una sola toma (Figura 1B); el lecho quirdrgico
se observé intacto, se coloc6 membrana de colagena de
absorcion rapida sobre el lecho quirdrgico y se intent6
el cierre por primera intencién de los bordes gingivales
libres con sutura absorbible 4-0 de acido poliglicélico.

Se colocé el espécimen en formol al 10% y se envié
al departamento de patologia de la Facultad de Odonto-
logia de Mexicali, de la Universidad Auténoma de Baja
California, para realizar el estudio histopatolégico.

Macroscépicamente, el espécimen era de forma
bilobular; media 16 x 14 x 9 mm, de consistencia firme,
superficie lisa. Un l6bulo presentaba color café oscuro
con areas negras y el otro era de color café claro (Figura

10). Se cort6 de forma longitudinal y se incluyé en una
capsula para procesar. Posteriormente, se trat6 el tejido
con la técnica histolégica convencional y se tind con
hematoxilina y eosina.

Microscépicamente, se observaron vasos sanguineos
de gran calibre formados por células endoteliales que
presentaban pleomorfismo nuclear y nucléolos evidentes
(Figuras 2A 'y 2B). Dichas células endoteliales proliferan
formando papilas, las cuales se proyectan hacia la luz
de los vasos sanguineos (Figuras 2C y 2D). Adyacente, se
apreciaba un trombo de gran tamano (Figura 1D).

Todo lo anterior se encontraba cubierto por epitelio
escamoso estratificado paraqueratinizado, con areas de
solucién de continuidad reemplazadas por fibrina. Con
estas caracteristicas, se emiti6 el diagndstico de hiperplasia
papilar endotelial intravascular.

Para corroborar el diagnéstico, se realizaron estudios
de inmunohistoquimica, que consistieron en CD 31,
CD 34, Factor VIl y Ki 67. Resulté positivo en las células
endoteliales para CD 31, CD 34 y factor VIII (Figuras 3A-
30 y negativo para Ki 67, tanto en células endoteliales
como en células estromales (Figura 3D).

Figura 2.

A. Imagen de bajo poder (10x), donde se obser-
va una proliferacion solida de células alargadas y
redondas, con niicleos agrandados. B. Imagen de
alto poder (40x). Se aprecian nucleos pleomorfos
con cromatina dispersa. C. Imagen de bajo poder
(10x). Se puede ver un vaso sanguineo de gran ta-
mafo dentro de un estroma hipercelular. D. Ima-
gen de alto poder (40x). Mismo vaso sanguineo
de la figura 3B, donde se aprecia proliferacion
papilar del endotelio.
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A un ano de la intervencion, el paciente permanece
asintomatico y sin recurrencia (Figura 4).

DISCUSION

La hiperplasia endotelial papilar intravascular es una
lesion vascular benigna que rara vez se manifiesta en
la region oral. Estudios anteriores muestran que la
localizacion mds comin es el labio, seguido de lengua
y mucosa bucal.®® Las caracteristicas histologicas de
la HEPI pueden llegar a ser muy similares a las de un
angiosarcoma y, por tanto, confundidas con él. Sin em-
bargo, existen caracteristicas histolégicas con las cuales
se puede identificar una lesion de HEPI.

A pesar de que el diagnéstico de una HEPI no puede
realizarse de manera clinica, presenta ciertas caracterfsti-
cas clinicas tipicas: usualmente es firme, de consistencia
blanda, de color rojo violaceo, bien definida, ligeramente
elevada de dos a cuatro centimetros.*> De los casos re-
portados en la literatura, 60% se presenta en mujeres y
40% en hombres; el rango de edad varia de los 12 a los
83 afos. El 65% de los casos ocurre en pacientes de mas
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de 40 afos de edad. Asi mismo, se reporta que més del
90% de los casos estan ligados a zonas traumatizadas.”1°

Debido a que sus caracteristicas clinicas son inespeci-
ficas, para realizar el diagnéstico definitivo son necesarios
los estudios de histopatologfa e inmunohistoquimica. Desde
el punto de vista histopatolégico, la HEPI es muy similar a
un angiosarcoma, y por tanto, estas dos entidades pueden
llegar a confundirse. Sin embargo, existen caracteristicas
histolégicas con las cuales la HEPI se puede identificar. En
la HEPI, el proceso de proliferacién estd confinado com-
pletamente al espacio intravascular. Las papilas consisten
en tejido fibroso que esta compuesto por no mas de dos
capas de células endoteliales. La mayoria de las proyeccio-
nes papilares se relacionan con la presencia de trombos.
Las células endoteliales pueden ser hipercromaticas, con
nlcleos atipicos, pero sin figuras mitdticas; no se encuentra
tejido necrético ni invasién de los tejidos circundantes.> 1113

El correcto reconocimiento e inclusién en el diagnéstico
de la morfologia papilar intravascular de esta lesién es esencial
para el diagnéstico diferencial entre los tumores vasculares,
lo que reduce la tendencia al diagndstico equivocado de un
angiosarcoma, el cual requiere un tratamiento mas radical.™

Figura 3.

A, By C. Inmunohistoquimica, donde se observa
positivo CD 31, CD 34, factor VIII en las células
endoteliales y negativo en las células estromales.
D. Ki 67 negativo tanto en células estromales
como en células endoteliales.
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Figura 4. Recuperacion a los 12 meses.

CONCLUSIONES

Dado que las lesiones de la hiperplasia endotelial pa-
pilar intravascular son de cardcter benigno, el correcto
diagnéstico clinico e histopatolégico es fundamental en
la determinacién del adecuado tratamiento del paciente
con HEPI, ya que un error en la diferenciacién puede
llevar a una reseccién mayor innecesaria.
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