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Adenoma pleomorfo de la glandula submandibular.
Reporte de un caso y revision de la literatura.

Pleomorphic adenoma of the submandibular gland.
Report of a case and review of literature.
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RESUMEN

Los tumores de las glandulas salivales constituyen alrededor de 5% de
las neoplasias de cabeza y cuello. EI adenoma pleomorfo es el tumor
benigno mas frecuente de las glandulas salivales, representa aproxi-
madamente 60% de todas las neoplasias salivales, estd compuesto
fundamentalmente por una proliferacion de células mioepiteliales y
por un amplio espectro de componentes de tejido epitelial y mesen-
quimal, rodeado por una nitida capsula fibrosa. Alrededor de 80% de
los adenomas pleomorfos aparecen en la parétida, 10% en la glandula
submandibular y 10% en las glandulas salivales menores de la cavidad
oral. La edad media de presentacion es a los 46 afos, pero la edad os-
cilaentre la tercera y la quinta década de la vida. No obstante, ha sido
encontrado en individuos de todas las edades, presentando una ligera
predileccion por el sexo femenino. Respecto a su sitio de origen, el
adenoma pleomorfo es asintomatico, de crecimiento lento y consistencia
firme. La tomografia axial computarizada (TAC) y la resonancia mag-
nética nuclear (RMN) son de gran utilidad para evaluar la extensién
de la lesion, asi como el compromiso de estructuras importantes. La
biopsia por aspiracion con aguja fina (BAAF) es un método util para
el diagnoéstico de este tipo de neoplasias. El tratamiento de este tipo de
lesiones consiste en la remocion quirtrgica de la tumoracion junto con la
glandula afectada. Menos de 1% de los casos de adenomas pleomorfos
sufren transformacién maligna, especialmente los que han presentado
multiples recidivas.

Palabras clave: Adenoma pleomorfo, neoplasia, mioepitelial, BAAF,
carcinoma.

ABSTRACT

The tumors of the salivary glands constitute about 5% of the neoplasms
of the head and neck. The pleomorphic adenoma is the most frequent
benign tumor of the salivary glands, represents approximately 60%
of all salivary neoplasms, is composed mainly of a proliferation of
myoepithelial cells and a wide spectrum of components of epithelial
and mesenchymal tissue, surrounded by a sharp fibrous capsule.
About 80% of pleomorphic adenomas appear in the parotid, 10% in
the submandibular gland and 10% in the minor salivary glands of
the oral cavity. The average age of presentation is 46 years, but age
ranges between the third and fifth decade of life. However, it has been
found in individuals of all ages, presenting a slight female predilection.
Regarding its site of origin, the pleomorphic adenoma is asymptomatic,
slow growing and firm consistency. Computed tomography (CT) and
nuclear magnetic resonance (NMR) are very useful to evaluate the
extent of the injury as well as the commitment of important structures.
Fine needle aspiration biopsy (FNAB) is a useful method for the
diagnosis of this type of neoplasm. The treatment of this type of
injuries consists in the surgical removal of the tumor together with
the affected gland. Less than 1% of cases of pleomorphic adenomas
suffer malignant transformation, especially those that have presented
multiple recurrences.

Keywords: Pleomorphic adenoma, neoplasia, myoepithelial, FNAB,
carcinoma.
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Las gldndulas salivales se clasifican de acuerdo con
su tamafio e importancia funcional, en glandulas sali-
vales mayores (parétida, submandibular y sublingual) o
menores (seglin su ubicacion labial, genianas, palatinas
y linguales).

Las unidades secretoras de las glandulas salivales estan
representadas por acinos o adenémeros, las cuales son
agrupaciones de células de aspecto piramidal que vierten
su secrecion a la cavidad bucal por medio de un sistema
de conductos excretores.

Los adenémeros o acinos se encuentran rodeados por
una lamina basal, dentro de esta lamina basal se localiza
otro tipo celular, las células mioepiteliales. La principal
funcién de éstas es contraerse para facilitar la expulsién
de la secrecién de las células acinares.

Las estructuras histolégicas de las glandulas salivales
pueden constituir el origen de importantes patologias.'

El tumor benigno mas frecuente de las glandulas
salivales es el adenoma pleomorfo (AP) o tumor mixto,
representando asf 60% de todas las neoplasias salivales. El
término pleomorfo hace referencia a la amplia variabilidad
de la diferenciacién parenquimatosa y estromal mostrada
por las células tumorales. El adenoma pleomorfo es deri-
vado de una mezcla de elementos ductales, mioepiteliales
0 ambas, rodeados por una nitida cdpsula fibrosa.?*

La edad media de presentacion es a los 46 anos, la
edad oscila entre la primera y la décima década de la vida;
sin embargo, 60% de los casos ocurren entre la tercera
y quinta década de la vida, con un ligero predominio al
sexo femenino.>*

Alrededor de 80% de los adenomas pleomorfos
aparecen en la glandula parétida, 10% en la glandula
submandibular y 10% restante en las glandulas salivales
menores.* Topograficamente, el cuello se divide en
tridngulos dentro de los cuales se encuentran estructuras
anatémicas importantes, la glandula submandibular se
aloja dentro del tridngulo submandibular y éste, a su
vez, contiene estructuras anatémicas significativas como
la rama del nervio facial y los filamentos ascendentes del
nervio cervical cutaneo.

Los puntos de referencia de este triangulo son el
angulo de la mandibula, la protuberancia mentoniana y
el hueso hioides.>

Dentro de la glandula submandibular el AP se reco-
noce como una masa discreta, se caracteriza por ser de
crecimiento lento, bien delimitado, blando o ligeramente
firme a la palpacién y libremente desplazable.? El dolor o
la pardlisis facial son infrecuentes, pero se puede obser-
var en muy raras ocasiones; sin embargo, estos signos y
sintomas tienden a ser sugestivos de malignidad.* Desde

el punto de vista clinico, no es infrecuente que sean erré-
neamente diagnosticados como procesos inflamatorios u
obstructivos de la saliva.®

Por ejemplo, un proceso inflamatorio se caracteriza
clinicamente por dolor e inflamacién difusa e intermi-
tente, con episodios de exacerbacion. La inflamacion de
las glandulas salivales (sialadenitis) puede ser de origen
infeccioso o no infeccioso, en la sialadenitis bacteriana
la glandula afectada se encuentra inflamada, algica, eri-
tematosa y con hipertermia local. Puede haber fiebre y
trismo asociados de bajo grado. Cuando se masajea la
glandula a menudo se observa una descarga purulenta
desde el orificio del conducto.

La sialadenitis también puede ser causada por el blo-
queo del conducto debido a una sialolitiasis. Los sialolitos
de las glandulas principales con mayor frecuencia causan
dolor e inflamacién episédico de la glandula afectada,
especialmente a la hora de comer.

Un quiste de retencién al contrario se presentaria
como un aumento de volumen indoloro, fluctuante,
circunscrito, junto con pérdida de permeabilidad del
conducto salival afectado. El tiempo de evolucién es otro
factor importante, ya que una infecciéon puede tener un
tiempo de evolucién que va de dias a semanas en com-
paracién con un tumor que se puede encontrar varios
anos en el paciente.?

Para una exploracién mas eficaz, se recomienda una
palpacién bimanual del triangulo submandibular que
ayude a verificar la consistencia, la extensién, asi como
la sintomatologia de la lesion.

Una evaluacién intraoral de la permeabilidad de las
glandulas salivales es de gran utilidad.>®

Ante cualquier aumento de volumen a nivel de
tridngulo submandibular, el clinico debe considerar el
diagnéstico diferencial, en orden estadistico de proba-
bilidad para lesiones benignas se encuentra en primer
lugar sialoadenitis crénica, adenoma pleomorfo y tumor
de Wharton, entre las patologias malignas mds comunes
que podemos encontrar estan el carcinoma adenoide
quistico y carcinoma mucoepidermoide.®’

Para el diagndstico de las lesiones tumorales de glan-
dulas salivales mayores, se recomienda utilizar una biopsia
por aspiracion con aguja fina (BAAF).

La BAAF es un método que cada dia va ganando
mayor aceptacion en la practica clinica debido, entre
otras razones, a la relativa facilidad y rapidez con que se
realiza, a las pocas molestias y minimas complicaciones
para el paciente, y a su alta validez para establecer el
diagnéstico preoperatorio®? reportdndose una especifi-
cidad de hasta 94%.”
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Figura 1:

Se observa lesion submandibular
bien circunscrita de aproximada-
mente 6 X 5 cm de diametro.

Es una técnica altamente confiable, ya que se evita en
gran medida el riesgo de lesién a estructuras importantes
y la diseminacién de células tumorales.

La identificacién preoperatoria correcta de la natura-
leza benigna o maligna del tumor es de suma importancia
en la planeacién quirdrgica.™

Para realizar esta técnica se utiliza una jeringa de 10-20
mL con aguja calibre 18, la aguja se introduce en la masa
mientras se aplica presién negativa a la jeringa y con ayuda
de la mano contraria se aplica presién sobre la lesion, la
aguja se mueve hacia delante, atrds y en diversas direccio-
nes para obtener la mayor cantidad de células. Una vez
retirada la aguja, el material obtenido se expulsa sobre una
laminilla de vidrio y se extiende sobre ésta. Las laminillas
se introducen en alcohol etilico al 95% para su fijacion y
se prepara para su envio al laboratorio de patologia.’ 2

Figura 2: TAC contrastada que muestra extension y localizacion de
la lesion.

La biopsia abierta o incisional esta contraindicada de-
bido a la diseminacién e inoculacién de células tumorales
con un mayor riesgo de recurrencia y dafo a estructuras
importantes.®

Macroscépicamente, los adenomas pleomorfos tien-
den a formar tumores bien definidos, ovoides o redondos.
A menudo estdn encapsulados, pero esta capsula puede
estar parcial o completamente ausente. En los adenomas
pleomorfos de las glandulas salivales mayores existe una
clara tendencia a que el tumor se separe de la capsula al
manipular la muestra.

Microscépicamente, los componentes esenciales son
la capsula, células epiteliales y mioepiteliales, asi como
elementos mesenquimales o estromales.* Algunos tumores
pueden consistir casi en su totalidad en estroma, otros son
altamente celulares con poca alteracién del estroma. Las
células mioepiteliales constituyen un gran porcentaje de
las células tumorales. Ocasionalmente se observan tumores
salivales que se componen casi enteramente de células
mioepiteliales sin elementos ductales, estos tumores a
menudo se llaman mioepiteliomas. Las caracteristicas de
malignidad incluyen presencia de dreas focales de necrosis,
invasion, mitosis atipica y/o hialinizacién extensa.® '3

La tomografia axial computarizada (TAC) contrastada,
asi como la resonancia magnética nuclear (RMN), son
auxiliares de diagnéstico fiables para determinar la ex-
tension y localizacién de la lesion, permitiendo a su vez
una planeacién quirdrgica adecuada.®

El tratamiento ideal en tumores que se presentan
en la glandula submandibular es la remocién total de la
glandula junto con el tumor. La enucleacién local debe
ser evitada ya que el tumor puede no ser removido en
su totalidad y la capsula puede ser perforada, resultando
en la recidiva de la lesi6n.?
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Figura 3:

Producto de BAAF, células tefiidas
con Papanicolaou y hematoxilina
y eosina, se identifica neoplasia

de glandula salival. Diagnostico .
sugestivo de adenoma pleomorfo. -

Seglin la técnica quirdrgica empleada, se debe consi-
derar el curso de los nervios de la regién submandibular
como la rama n total de la glandula y tienen que ser
protegidos para evitar su lesion.™

Aunque el adenoma pleomorfo es un tumor benigno,
puede causar problemas en el manejo clinico debido a su
tendencia a recurrir y al riesgo de transformacién maligna. La
tasa de recurrencia es rara siendo de 3.4% a los cinco afos y
aumentando con el tiempo, a los 10 afios se ha observado
una tasa de recurrencia de 6.8%. Las recurrencias suelen
ser mas probables en pacientes jovenes. Muchos adenomas
pleomorfos recurrentes son multifocales y algunos estan tan
ampliamente distribuidos que el control quirtrgico se hace
imposible. La causa principal de un adenoma pleomorfo
recurrente es una cirugia inicial inadecuada.’

Menos de 1% de los casos de adenomas pleomorfos
sufren transformacién maligna.

La degeneracién maligna que surge del adenoma
pleomorfo ocurre a menudo en pacientes con un historial
de adenoma pleomorfo de larga evolucién no tratado, asi
como mdiltiples recidivas, produciendo asi un carcinoma
exadenoma pleomorfo (CXAP).!>

PRESENTACION DEL CASO

Se presenta hombre de 45 afios de edad con aumen-
to de volumen en regiéon submandibular derecha de
cuatro anos de evolucién asintomadtico, de crecimiento
lento.

A la exploracién fisica cooperador, neurolégicamente
integro, correcta coloracion mucotegumentaria, tumora-
ci6n submandibular derecha de aproximadamente 6 x 5
cm, bien delimitada, desplazable, indurada, no élgica a
la digito-presion (Figura 1).

-
Figura 4:

_—

A) Se marcan estructuras anatomicas
de referencia. B) Abordaje tipo
Risdon a 5 cm del borde inferior

de la mandibula. C) Disecci6n por
planos.
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Figura 5: Exposicion y retiro de lesion de aproximadamente 9 x 6
cm.

Se ordena TAC contrastada para verificar la extension
de la lesién (Figura 2).

Se programa BAAF, la cual nos da resultado sugestivo
de adenoma pleomorfo submandibular (Figura 3).

Establecido el diagnéstico de presuncion, se planea la
cirugia definitiva para escisién de glandula submandibular
asi como de la lesion.

Una vez con los estudios prequirtrgicos completos
y valorados por los demds servicios interconsultantes, se
programa la cirugia.

De manera programada y bajo anestesia general
nasotraqueal, previa asepsia y antisepsia, se procede a
marcar las estructuras anatémicas de referencia, se infil-
tra lidocaina a 2% con epinefrina 1:100,000 a nivel de
masculo platisma con fines hemostéticos, se realiza un
abordaje tipo Risdon 5 cm por debajo del borde inferior
de la mandibula, se diseca por planos (Figura 4), una vez
dentro de la celda submandibular se procede a escindir la
glandula (Figura 5), ligamos arteria y vena facial asi como
conducto de Wharton para liberar la glandula. Retiramos

lesion, lavamos, verificamos hemostasia, cerramos area
intervenida por planos, se coloca una sonda preconec-
tada (Drenovac) y damos por terminado acto quirdrgico
sin complicaciones (Figura 6).

Se manda pieza de aproximadamente 9 x 6 cm para su
estudio histopatoldgico, diagnéstico definitivo compatible
con adenoma pleomorfo glandula submandibular (Figura 7).

Postoperatorio inmediato bordes de heridas afronta-
das, estéticamente aceptables (Figura 8).

Postoperatorio al afio herida imperceptible, estética-
mente aceptable, paciente asintomdtico sin complica-
ciones (Figura 9).

DISCUSION

El diagnéstico preoperatorio de neoplasias de las glandulas
salivales se basa en la historia clinica y el examen fisico,
asi como en los estudios de imagen y la citologfa por as-
piracién con aguja fina (BAAF). Aristides y colaboradores
en 1981 realizaron 51 BAAF en pacientes con tumoracién
en gldndulas salivales, y evaluaron la correlacién entre los
hallazgos citolégicos y el resultado histolégico final des-
pués de la cirugia. La BAAF identificé correctamente 96%
de las lesiones benignas y 85% de las lesiones malignas.'!

Feinstein y su equipo en 2016 publicaron un estudio
en el cual se revisaron 1,283 BAAF, tanto de glandula
submandibular como de la glandula parétida, entre el
afio 2001 y 2004. Las lesiones de la glandula parétida
fueron biopsiadas en 655 y 421 en glandula subman-
dibular. De éstos, 343 tuvieron seguimiento quirdrgico
272 para la glandula parétida y 71 para la glandula
submandibular. Se compararon los resultados de la BAAF
con los del estudio histopatolégico de la tumoracién
una vez retirada. En cuanto a la precisién diagnéstica,
una BAAF benigna en la glandula parétida dio como

Figura 6:

Sutura por planos, se coloca dre-
novac
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Figura 7: Componentes representativos de la lesion, capsula, células
epiteliales, estroma mixomatoso y condroide. Compatible con ade-
noma pleomorfo.

resultado una patologia final benigna en 90.7% de
los casos, mientras que una BAAF maligna result6 ser
una patologfa final maligna en 84% de los casos. En la
glandula submandibular, una BAAF benigna se confirmé
como una patologia final benigna en 94.1%, mientras
que la malignidad se comprobé en 91.3% de los casos.
La malignidad se identific6 en 29% de los tumores pa-
rotideos y en 42.3% de los tumores submandibulares.
Concluyeron asi que los resultados de la BAAF pro-
porcionan informacién diagnéstica valiosa que puede
influir en el manejo quirdrgico. También observaron
que la proporcién de tumores malignos es mas alta en
la glandula submandibular que en la glandula parétida.”

La degeneracién maligna que surge del adenoma
pleomorfo ocurre a menudo en pacientes con un historial
de adenoma pleomorfo de larga evolucién no tratado
asi como multiples recidivas produciendo asi carcinoma
exadenoma pleomorfo (CXAP)."® En un estudio realizado
por Peng Ye y colaboradores a 151 pacientes con diag-
néstico de CXAP la tasa de supervivencia fue de cinco
afios en 65% de los casos, siendo los factores de riesgo
significativos para la supervivencia de la enfermedad el
estadio clinico, el tamano de la tumoracién, metastasis
regional o distante, la recurrencia y la invasividad.'>'8

La terapia estandar para los tumores submandibulares
benignos implica la extirpacién de la glandula enferma.
Diversos estudios concluyen que todas las recurrencias
observadas en sus casos podrian haberse evitado median-
te la extirpacion completa de la glandula submandibular
en la cirugfa primaria.’ Laskawi y su grupo en 1995
realizaron un estudio de seguimiento a 38 pacientes
operados por tumores benignos de la glandula subman-
dibular en un periodo de 26 afos. De estos pacientes,
92% presentaba AP, de los cuales 63% serfan sometidos
a una cirugia primaria de escision de la lesion y la glan-
dula submandibular; 29% restantes fueron tratados por
recurrencia, sélo tres pacientes de este grupo conservaban
aun la glandula submandibular. La recidiva no ocurrié en
ningln paciente con cirugfa primaria de adenoma pleo-
morfo ni en los tres pacientes tratados por recurrencia.
Sélo un paciente tratado por recurrencia sin glandula
submandibular desarroll6 recidiva a los tres y 15 afos.
Estos hallazgos confirman que la neoplasia méas comun
de la glandula submandibular es el adenoma pleomorfo
y que la remocién incompleta de la tumoracién asi como
de la glandula submandibular favorece la recurrencia.'1?

Figura 8:

Control inmediato a un mes, resul-
tados estéticamente aceptables.
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Figura 9:

Control al afio de la cirugia,
area intervenida con cicatriz
imperceptible estéticamente
aceptable. Paciente asintomatico.

CONCLUSIONES

El adenoma pleomorfo es el tumor més comin de las
glandulas salivales, s6lo un 10% aparece en la glandula
submandibular, el método diagnéstico mas fiable es la
biopsia por aspiracién con aguja fina, que en conjunto con
laimagenologia adecuada influyen en el manejo quirdrgico
y el prondstico del paciente. El tratamiento ideal para este
tipo de lesiones es la reseccion de la glandula junto con
la lesion. Una extirpacién inicial inadecuada del tumor
puede provocar recurrencia, a menudo con mdiltiples fo-
cos tumorales. El tratamiento quiridrgico adecuado desde
la etapa inicial es un determinante que disminuye el riego
de recurrencia, ast como el de malignidad de la lesion.
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