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Ranula cervical:
a proposito de un caso

RESUMEN

La ranula cervical o «plunging ranula» se presenta
como una tumoracion cervical, aunque su origen es a
expensas de patologia de las glandulas salivales, en
especial de la glandula sublingual. En este caso, el
paciente habia sido intervenido hacia 6 meses de una
submaxilectomia por presentar una tumefaccion en
la zona.

Este tipo de patologia es bastante rara y ha sido
tratada de distintas formas. Con este caso se
obtuvieron excelentes resultados efectuando la
sublingualectomia y aspiracion del contenido
quistico.

PALABRAS CLAVE
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ABSTRACT

The cervical ranula or plunging ranula» becomes
manifest as a cervical mass, althoug it is originary of
the pathologic sublingual salivary gland. In the
present case, the patient was subjected to removal of
the submandibular gland 6 montbs earlier since be
presented a cervical mass in that area.

This ranula is a rare disease and the treatment
chosen for each case is diverse. In this case excellent
resulls were obtained by removal of the sublingual
gland and aspiration of the quistic content.
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INTRODUCCION

El término «inula» se refiere a una tumoracion
azulada, transparente, formada por una fina pared
situada por debajo del vientre lingual, en el suelo de
la boca. Si dicha tumoracién se extiende hacia los
espacios cervicales, sobrepasando el nivel del mus-
culo milohioideo, se habla entonces de ranula cervi-
cal, también llamada «plunging ranula», «deep burro-
wing ranula» o mucocele cervical. Tal lesion debe
diferenciarse clinicamente de otras tumoraciones cer-
vicales, como quistes dermoides, quistes del conducto
tireogloso, quistes bronquiales, linfangiomas, lipo-
mas, etc.1?,

Desde que Louis describi6 dicha entidad en 1757 por
primeravez®”, eldebate sobre suetiologiay patogénesis
ha permanecidovivo hastanuestrosdias. Ellose debesin
dudaaquesetratadeunaentidad clinica pocofrecuente.
Eltema se complica mas i se habla de rinula cervical sin
implicacion oral, ya que éstas son todavia mas rarasy,
segln Zafarulla, no se habia descrito ningtin caso de este
tipo hasta el comunicado por él en 19865

En este articulo describiremos un caso vivido en
nuestro hospital que presentaba las manifestaciones
clinicas e historia tipicas de una «plunging ranula», pero
sin manifestaciones intraorales, haciendo asimismo un
repaso de la literatura existente sobre el tema.

CASO CLINICO

En febrero de 1984 un hombre de 56 anos, de raza
gitana, acude al Servicio de Cirugia del Hospital Gene-
ral «Vall d’Hebron» de Barcelona, por presentar tume-
faccion cervical de 9 meses de evolucion, indolora y de
crecimiento progresivo aunque lento en el lado izquier-
do del cuello.

La historia médica anterior no era significativa y en
la exploracion no se evidenci6 ninguna otra anomalia.

La lesion se diagnostico clinicamente de submaxilitis
inespecifica, puesto que no se constaté la presencia de
cilculos aunque al revisar la historia clinica con poste-
rioridad, los datos clinicos no coincidian con este diag-
nostico. Tras los estudios preoperatorios estindar que
fueron normales, se realizOG una submaxilectomia iz-
quierda por via cervical con anestesia general con
intubacion orotraqueal. No existe constancia de la exis-
tencia de ningin tipo de problema postoperatorio. A
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los 6 meses presentd una recidiva, momento en el cual
fue remitido al Servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial.

El examen clinico revel6 una tumefaccién no tensa
y fluctuante en los espacios submaxilar y tridngulo
anterior del cuello, sin limites precisos. Existia una
cicatriz en esta zona que indicaba la via de abordaje de
la submaxilectomia realizada con anterioridad. No exis-
tian molestias ni tumefaccion en el suelo de la boca.
(Figs. 1y 2)

El aspecto clinico era de lesién quistica con conteni-
do liquido gelatinoso, que profundizaba hacia el mus-
culo milohioideo y que ocupaba el espacio submaxilar
y cervical superior. Se realizé una puncién extrayendo
un liquido palido y viscoso. En estas circunstancias se
hizo el diagnostico de quiste de extravasacion mucosa
y se determinaron los niveles de amilasa en suero, saliva
mixta y liquido quistico. El valor para el liquido quistico
fue 125 U/], para la saliva mixta fue de 14.000 U/l y para
el suero fue de 170 U/I. Estos valores demostraron que
el nivel de amilasa en el fluido quistico era muy bajo,
concordando con su posible origen en la secrecion de
la glandula sublingual. En este fluido no se hallaron
cristales de colesterol.

Bajo anestesia general con intubacion nasotraqueal
decidimos realizar la exeresis de la glandula sublingual
del lado izquierdo por via intraoral. En la intervencion
se encontro que parte de la glandula estaba desplazada
hacia la profundidad, penetrando en el mtsculo milo-
hioideo. El contenido liquido de la region cervical fue
aspirado.

El examen histopatologico de la gldndula sublingual
demostro la existencia de una sialoadenitis inespecifica
crénica con ruptura de los acinis y extravasacion del
contenido en algunas areas.

A los tres dias de la intervencion fue dado de alta
hospitalaria, presentando un postoperatorio normal sin
ninguna incidencia digna de mencion.

El paciente fue visitado a la semana y luego bimen-
sualmente durante un afo y luego a los dos anos de la
intervencion. Durante todo este tiempo y en el Gltimo
control a los cuatro anos de la intervencion no han
existido sintomas de recidiva.

DISCUSION

Como ya se ha adelantado en la introduccion,
pueden existir dos tipos de ranulas, que se distinguen
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Figura 1. Vista frontal del paciente en la que se destaca
tumefaccion fluctuante cervical que abarca mds alla de la region
submaxilar.
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Figura 2. Esta vision mds cercana permite evidenciar la cicatriz
de la submaxilectomia realizada anteriormente. Diagnostico del
caso: ranula cervical o plunging ranulas.

por su distinto comportamiento clinico. Por un lado,
la rinula simple, que se limita a la cavidad oral y
ha sido interpretada como un quiste de reten-
cion®, y por otro lado tenemos la llamada «plun-
ging ranula-. Esta se extiende mds alli de la boca,
entrando en los espacios faciales del cuello y pu-
diendo llegar tan lejos como la clavicula en sentido
caudal™; o a la base del crineo en sentido cefi-
lico®” permitan.

La ranula ha sido conocida durante siglos, y se
han propuesto muiltiples teorias sobre su origen™,
Asi, Hipocrates y Celsio pensaron que se trataba de
un fenémeno inflamatorio. Paré sugiri6 que estos
quistes estarian formados por sustancia pituitaria des-

cendida desde el cerebro. Mas recientemente, otros
autores han indicado su origen relacionandolo con
una estructura llamada submucosa, cuya existencia
no ha sido demostrada anatémicamente(12222653_ No
faltan referencias en la literatura atribuyendo su ori-
gen a restos branquiales™ 39 restos del conducto
tireogloso, o restos del sinus cervical©’5459, Auto-
res como Von Recklinghausen, centran el origen de
esta patologia en las glindulas salivares, atribuyén-
dola a procesos inflamatorios que conducirian a la
obliteracién de los conductos con retencién de la
secrecion y formacion de quistes®®.

Las referencias histéricas respecto a la «plunging

-ranula» son mis escasas. Van der Akker y cols. citan
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a Louis como el primer autor que describio este
cuadro clinico en 1757%% 37. Durante el siglo pasado
los autores, principalmente los franceses, discuten
sobre si el origen del mucocele cervical seria el
mismo de la rdnula oral, y si ambos estarian en
comunicacion. Delens refiere que la rdnula podria
originarse en la glandula sublingual y el mucocele
cervical en la glindula submaxilar, y estar por ello
ambas separadas?”. Gosselin, después de observat
el hecho de que la ranula cervical muchas veces se
produce posteriormente a la aparicion de una ranula
oral, sugiere que la cicatrizacion de la mucosa oral
podria bloquear el drenaje de liquido hacia la boca
y forzar entonces la salida hacia la region cervical®®.
Una base anatomica para apoyar esta hipotesis fue
dada por Morestin'*?, que describié la presencia de
hiatos en el musculo milohioideo, a través de los
cuales la glindula sublingual podria herniarse hacia
el especio hioideo. Mis recientemente, Gaughran
confirmo estos hallazgos, anadiendo ademas que es-
tos hiatos estan presentes en un tercio de la pobla-
cion™.

Lo cierto es que a pesar de los anos transcurridos
desde estas primeras comunicaciones, no se ha demos-
trado claramente ningin mecanismo patogénico claro
para explicar la formacion de la «plunging ranula»,
aunque si existen datos suficientes, para poder afirmar
que dicha entidad clinica tiene su origen en la glandula
sublingual.

La teorfa mis aceptada durante muchos anos para
explicar la ranula cervical, aduce que ésta se forma
después de la obstruccion de un conducto de secrecion
salivar. Se produciria por ello una retencion de saliva
que tendria como consecuencia la formacion de un
quiste que estaria rodeado por una membrana epite-
lial155740, Esta teoria ha sido refutada mds tarde, en
base a la observacion de que los mucoceles cervicales
carecen de un limite epitelial 324852, Las publicaciones
mas recientes consideran dicho limite constituido por
tejido de granulacion en el que distinguen, fibroblastos,
coligenoy abundantes capilares en la parte externa del
quiste y fibroblastos y masas eosinofilas amorfas en la
parte mds interna 2. Se intenta explicar las primeras
publicaciones que referian un limite epitelial, diciendo
que se puede tratar de un error de interpretacion de las
preparaciones histologicas' 101018213132 o bien expli-
cando la presencia de epitelio en el quiste como secun-
daria a un crecimiento del epitelio tubular. En este
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sentido se han informado algunos casos en los que se
apreci6 continuidad del tibulo salivar con la pared
quistica®”, lo que podria explicar que el epitelio tubu-
lar invadiese secundariamente la pared de un quiste
preformado.

Otra evidencia que hizo abandonar la teorfa de la
obstruccion como causa de la «plunging ranula» vino
por las experiencias de algunos autores que ligaron los
conductos de excrecion de las glandulas salivales en
animales y no obtuvieron formacion de mucoceles,
sino la atrofia del parénquima glandular® ' 5V, Sin
embargo, y mas recientemente, se ha informado que si
la ligadura se hace mas distalmente, en un intento de
respetar la inervacion de la glindula, se observa la
formacion de pseudoquistes, con lo que la polémica
sigue abierta?” 2.

Al rechazarse la teoria de la obstruccion como
causa directa de la formacion del mucocele, se penso
que la razon quizds residiese en que un conducto
salivar danado por cualquier causa, traumatica, infla-
matoria o yatrogénica, podria drenar al intersticio y
asi originar la formacion de un mucocele. Apoyos
experimentales de esta teoria fueron obtenidos por
algunos autores como Bhaskar® y De Araujo® que
provocaron la formacion de pseudoquistes después
de seccionar el conducto salivar y abocar su secrecion
hacia el intersticio.

Por otro lado, Hulland y Archibald realizaron una
experiencia con perros'?” a los que derivaron el flujo
salivar hacia el intersticio. De los 10 perros utilizados
por estos autores, solo en 8 consiguieron la formacion
de mucoceles de pequeno tamano (de 2 a 20 mm
de didmetro), que ademas estaban rodeados por una
intensa fibrosis. Estos autores senalan el contraste en
la dificultad que ellos tuvieron para obtener muco-
celes, y el éxito referido por Bhaskar, lo explican
aduciendo que el periodo de observacion de este
altimo autor fue muy breve (10 dias), y por lo tanto
sacod sus conclusiones en un periodo en el que
todavia habia una inflamacion aguda. A pesar de
todo, estos autores siguen explicando el mucocele
cervical como una extravasacion de saliva y atribuyen
el relativo fracaso de su experimento a que la mani-
pulacion quirtrgica pudo haber originado la fibrosis
que observaban en sus preparaciones, y que seria la
responsable de frenar el flujo de saliva, con el con-
siguiente fallo en la formacion del mucocele. Esta
fibrosis intensa no se daria en el curso natural de la

375




J. Garatea Crelgo
C Gay Escoda

376 enfermedad, con lo cual el aumento del tamafio del

mucocele sigue indefinidamente.

Finalmente, algunos autores dan un enfoque mixto
a la patogenia y explican que una obstruccién del flujo
parcial podria dar lugar a dilatacién de conductos y
acinis, con ruptura de algunos de ellos y drenaje de
saliva hacia el intersticio®4 5,

Por otra parte, en la literatura veterinaria abundan las
comunicaciones acerca de la rinula cervical, qie pare-
ce ser mucho mis frecuente en perros que en huma-
nos®2:2:32_ 1as series informadas por veterinarios son
bastante largas y ello les permite deducir datos sobre la
raza, edad, etc., de los animales; lo que induce a Karbe
y cols. a pensar en una posible predisposicién indivi-
dual de los perros a presentar esta patologia®?. Estos
datos quizds no sean extrapolables a la clinica humana,
pero ya fue referido por Pattee, que los banttes
sufren mas este tipo de patologia que el resto de las
poblaciones, lo cual podria explicar una cierta predis-
posicion.

Respecto a los datos que apoyan que la «plunging
ranula- se origina en la glandula sublingual, se encuen-
tran los que se discuten a continuacién. En primer lugar
se han obtenido evidencias sobre ello a partir de sialo-
graffas realizadas en perros, que demuestran que el
mucocele se rellena a partir de defectos en el polo
posterior de la glindula sublingual@4 2. En segundo
lugar, se han hecho determinaciones de los niveles de
amilasa y proteinas en liquido de mucocele, y los nive-
les obtenidos son compatibles con los esperados si la
glandula causal fuera la sublingual®. En tercer lugar,
se puede considerar como evidencia indirecta el hecho
de que en los casos publicados en seres humanos la
sialografia de la glandula submaxilar haya sido nor-
mal“”. En cuarto lugar, se han informado, aunque s6lo
ocasionalmente, drenajes anomalos de la glindula su-
blingual en seres humanos, que podrian favorecer el
desarrollo de mucoceles®?. Por Gltimo, pero no menos
importante, son numerosos los autores que refieren
que la enfermedad cur6 después de extirpar dicha
glandula, no habiendo recidivas después de este trata-
miento. Como en todos los demas tratamientos pro-
puestos, que se discutirin mas adelante, se han obser-
vado recidivas, y por otro lado, se solucionaron al
extirpar la glandula sublingual. Asi pues, aunque se han
dicho eficaces diversos tipos de tratamientos, todos
ellos tienen como denominador comtn la ablacién de
la glandula sublingual, lo que podria ser considerado
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como una prueba de que ésta es la responsable del
Cuadro(17’24'25’32'39’40’45'50’56'58‘59).

Respecto al diagnéstico de la «plunging ranula», hay
que senalar que, como en todas las enfermedades de
baja incidencia, se ve dificultado por la escasa alerta del
médico. En primer lugar se ha de basar en la clinica, y
se debe sospechar ante toda tumoracién cervical blan-
da y fluctuante, no hay signos de inflamacién aguda,
no existe dolor a la palpacion, aunque los enfermos
pueden referir dificultad al hablar o al deglutir. Si todo
ello va asociado con antecedentes de sufrir una ranula
intraoral o haber padecido intervenciones sobre el sue-
lo de la boca o la glandula submacxilar, la sospecha se
ve fuertemente reforzada®?.

A pesar de la observacion de Zafarulla sobre lo
excepcional de la presentacion cervical aislada de la
«plunging ranula-®>”, existen multiples referencias de
este tipo®: % 5. Ya hemos comentado anteriormente
que se han informado sialografias anormales de la
glandula sublingual en perros® 2 pero desafortu-
nadamente esta prueba no puede realizarse en el
hombre rutinariamente. Algunos autores han conse-
guido sialogramas de la sublingual en humanos, en
casos en que esta glandula drene directamente en el
conducto de Wharton“®. Se ha sefalado que el éxito
de esta prueba es mas probable si la canulacion del
conducto submaxilar no se lleva demasiado lejos.

Respecto a los estudios encaminados a encontrar
datos bioquimicos que ayuden al diagnéstico y a
esclarecer el origen de esta lesion, hay que mencionar
a Roediger y cols.“?. Estos autores midieron los
niveles de amilasa y proteinas en el liquido quistico,
encontrando valores mas altos para la amilasa y mas
bajos para las proteinas en el liquido quistico respecto
al suero. Con anterioridad, Jenkins® establecié que
el contenido en proteinas de la secrecion sublingual
es mas alto que el de la submaxilar y parétida. El
contenido en proteinas relativamente mas alto en el
liquido quistico que en la saliva mixta, parece indicar
que el origen del mucocele seria la glindula sublin-
gual. Por otro lado, los niveles de amilasa en la saliva
submaxilar son mucho mas altos que los de la saliva
sublingual, lo que se traduce en que, en la saliva
mixta se hallan valores de amilasa unas cien veces
mds altos que en la sublingual. En resumen, el ha-
llazgo de altos niveles de proteinas y bajos niveles
de amilasa respecto a la saliva mixta en el liquido
quistico apoyaria el diagnoéstico de ranula cervical.
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En cuanto a la medicion de la amilasa en suero, saliva
mixta y liquido quistico, en este caso clinico, con-
cuerda con las referidas por Zafarulla®, en cambio
no coinciden con las referidas por Roediger y cols.“”.

El diagnostico diferencial se debe efectuar con todas
las tumefaccionesy tumoraciones que pueden aparecer
en la parte superior del cuello: celulitis, litiasis, quistes
dermoides y epidermoides, quistes tireoglosos, quistes

branquiales, hemangiomas, linfagiomas, lipomas, ade-

nomasy otras neoplasias® 13.

Una amplia variedad de modalidades de tratamiento
han sido referidas por diversos autores a lo largo de los
Gltimos 50 afios, a causa de que esta problemaitica
lesion tiene tendencia a recurrir después del drenaje
quirdrgico simple o la marsupializacion®. La diversi-
dad de tratamientos propuesta tiene su origen en la falta
de una explicacion etiopatogénica clara, como se ha
comentado anteriormente.

Van der Akller y cols.5® hacen una recopilaciéon de
las técnicas utilizadas en 68 casos y las agrupan en 5
tipos principales. A saber: marsupializacion con o sin
cuarterizacion de la pared quistica, excision de la glan-
dula sublingual por via intraoral, excision del quiste
completo por via cervical con o sin extirpaciéon de la
glandula sublingual, y por dltimo, radiacion. Sefalan
estos autores que con los abordajes cervicales hubo
muchas recidivas que solo se resolvieron tras extirpar
la glandula sublingual.

El tratamiento por radiacion ha sido informado por
Carabba® y por Cohen y Kimme®>. La técnica consiste
en aspirar parte del contenido quistico y en inyectar 2
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mml de oxicloruro de bismuto al 10 %. Posteriormente
se administra una Gnica dosis de 300 rads a través de la
piel submaxilar. Se supone que las particulas de bismu-
to amplian la intensidad de la radiacién en 30 veces
aproximadamente, ya que liberan electrones de baja
energia. Utilizando esta técnica varios grupos de Suda-
frica han referido éxitos en el tratamiento® 1> 39, Otros
autores desaconsejan esta terapéutica por los peligros
de la radiacion.

Ya se ha mencionado al hablar de la patogénesis de
la «plunging ranula», que parece claro que dicha lesion
se origina en alguna alteracion poco conocida de la
glandula sublingual. Basindose en este hecho Crile en
195747, sugiri6 que estos quistes se solucionarian Gni-
camente extirpando el tejido secretor que los origina y
drenando su contenido sin necesidad de disecar su
pared. Quick y Lowell® resaltan la importancia de
quitar la glandula sublingual, aunque ellos también
disecan el mucocele. Estos autores sugieren que el éxito
de la terapia por radiacion podria deberse a que dicho
tratamiento anula la funcion de las glandulas saliva-
res“. Confirmando la hipotesis de Crile, Glen® obtu-
vo éxito en el tratamiento de 50 perros con mucoceles
cervicales, realizando Gnicamente la exeresis del tejido
secretor salival y aspiracion del contenido quistico. En
cirugia oral y maxilofacial se han referido éxitos con
esta modalidad de tratamiento por Roediger y cols. en
tres casos“ 50; Zafarulla en un caso®, y Lyall en un
caso®®.

En el paciente estudiado en este articulo también fue
eficaz esta modalidad terapéutica.
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