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Resumen

El cistoadenoma papilar linfomatoso es una neoplasia salival benigna que se localiza preferentemente en la glandula pa-
rotida (tumor de Warthin), siendo extremadamente rara su presentacion en otras glandulas salivales mayores o menores.
Clinicamente se presenta como una tumoracion de evolucién lenta y fluctuante a la palpacion debido a su morfologia
quistica. El tratamiento de eleccion es la exéresis completa con un buen margen de seguridad.

Presentamos el caso de una paciente mujer de 73 afios de edad que presentaba una lesion tumoral, asintomatica, de 8
anos de evolucion, en la parte posterior derecha del paladar duro. Se realizé la exéresis-biopsia, que fue informada como
cistoadenoma papilar linfomatoso. En la visita de control efectuada a las 3 semanas se observé que la lesion habia reci-
divado por lo que se procedio a la reintervencion con laser de CO2, ejecutando una extirpacion que incluia el periostio
para asegurar la exéresis completa del tumor. A los 10 meses no se observo ninguna recidiva. ;

En este articulo se incluye una revisién de esta patologia y se discuten sus principales aspectos clinicopatologicos y te-
rapéuticos.

Palabras clave: Cistoadenoma papilar linfomatoso, tumor de glandula pardtida, tumor de glandulas salivales menores,
tumor de Warthin.
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Introduccién

El cistoadenoma papilar linfomatoso (CPL) fue descrito en el
ano 1929 por Warthin, recibiendo desde entonces el nombre
de tumor de Warthin (TW) cuando se situa en la glandula
parétida. Se trata de una neoplasia salival benigna que se
localiza preferentemente en la parétida, siendo extrema-
damente rara su presentacion en otras glandulas salivales
mayores o menores. Constituye una entidad clinicopatologica
bien definida, con un clasico doble componente histologico,
epitelial oncocitico y linfoide estromal (1). Se cree que esta
lesion deriva de elementos ductales atrapados en los ganglios
linfaticos parotideos que han crecido en su interior, sugirién-
dose que la proliferacion adenomatosa quistica desencadena-
ria una respuesta linfoide reactiva secundaria en el estroma
(2-4). EI TW es la segunda neoplasia benigna mas frecuente
de las glandulas salivales después del adenoma pleomorfo,
representando entre el 10% y el 15% del total (3,4). Mas del
80% de los casos se localizan en el lobulo superficial de
la glandula parotida en estrecha relacion con los ganglios
linfaticos. Clinicamente se presenta como una tumoracion
de crecimiento lento y fluctuante a la palpacion debido a
su estructura quistica, y cerca del 10% de los casos son
bilaterales. El tratamiento de eleccion del TW es la exéresis
quirurgica con margenes de seguridad, que incluye el estudio
histologico intraoperatorio que siempre sera confirmado con
los analisis anatomopatologicos posteriores (1,3,5).

Se han descrito casos malignos de esta neoplasia, tanto a
partir del componente epitelial como del linfoide, asi como la
aparicion de una leucemia o de una metastasis de melanoma
en el componente linfoide del tumor (6,7).

El proposito de este articulo es presentar un caso clinico de
cistoadenoma papilar linfomatoso (Warthin like) en una loca-
lizacion muy infrecuente y analizar y discutir las principales
caracteristicas clinicopatologicas de esta lesion.

Caso clinico

Se trata de una paciente mujer de 73 afos de edad, raza cau-
casica, alérgica a la penicilina y con antecedentes patologicos
de hipertension arterial, depresion e hipercolesterolemia
por lo que es tratada farmacologicamente con Simvastatina
(Tarbis®, Belmac, Zaragoza, Espafia) 20 mg/1 comprimido al
dia, Lormetazepan (Noctamid®, Shering, Lyz-Lez-Lannoy,
Francia) 2 mg/ 1 comprimido al dia, Captopril (Cinfa®,
Cinfa, Pamplona, Espafia) 25 mg/ !> comprimido al dia,
Domperidona (Montilium®, Dr.Esteve, Barcelona, Espafia)
10 mg/ 1 comprimido al dia, Clorhidrato de sertralina (Be-
sitran®, Pfizer, Barcelona, Espafia) 50 mg/ | comprimido al
dia y Omeprazol (Cuve®, Cuvefarma, Cordoba, Espafia) 20
mg/ 1 comprimido al dia. No referia habitos toxicos y habia
sido intervenida quirargicamente de un quiste sebaceo facial
y de dos cesareas.

La paciente acudio al Servicio de Cirugia Bucal de la Clinica
Odontologica de la Universidad de Barcelona por presentar
una lesioén tumoral asintomatica de 8 afios de evolucion, en
la parte posterior derecha del paladar duro (Figura 1). La pa-
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Fig. 1. Tumoracion palatina inicial de aspecto nodular y erite-
matoso.

Fig. 2. Tratamiento de la lesion. Biopsia excisional con bisturi frio
bajo anestesia local infiltrativa.

Fig. 3. Reintervencion quirargica. Exéresis de la lesion con laser
de CO.,.
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ciente era portadora de protesis parciales removibles superior
e inferior desde hacia 20 afios. Tras referir molestias por el
trauma producido por la protesis sobre la lesion, 3 meses an-
tes le habian ajustado la protesis confeccionandole una nueva
liberando el paladar. Al persistir la tumoracion fue remitida
a nuestro Servicio para su diagnostico y tratamiento.

A la exploracion observamos una lesién tumoral eritema-
tosa, de 6 mm de diametro, multinodular en su superficie,
no ulcerada e indolora. Se hizo una exploracién dentaria
y radioldgica intraoral y descartamos un posible origen
odontogénico. Se solicitd una tomografia computadorizada
que no mostro alteraciones Oseas en la region donde estaba
situada la lesion.

Con todos estos datos se llego al diagnostico de presuncion de
neoplasia salival benigna (adenoma pleomorfo). Se realizo la
biopsia excisional de la lesion bajo anestesia local mediante
bisturi frio (Figura 2), eliminando toda la tumoracion con
margenes de seguridad pero sin incluir el periostio. Colo-
camos un punto de sutura en X que sujetaba un aposito de
colageno texturado Lyostyp® (Braun Aesculap AG, Tutt-
lingen, Alemania) para favorecer la hemostasia. La herida
cicatrizo por segunda intencion y no hubo complicaciones
intraoperatorias ni postoperatorias.

El estudio histopatologico reveld que se trataba de un cis-
toadenoma papilar linfomatoso (Warthin-like) con espacios
quisticos revestidos por una proliferacion epitelial papilar con
células cilindricas eosinofilas dispuestas en una doble hilera.
En el eje de las proyecciones papilares se observa una varia-
ble cantidad de tejido linfoide con linfocitos maduros.

En el control a las 3 semanas se observo que la lesion habia
recidivado, apreciandose de nuevo una lesion tumoral eri-
tematosa de 5 mm de diametro, asintomatica, y de idénticas
caracteristicas clinicas que la inicial, por lo que se decidi6
la reintervencion quirurgica. En esta ocasion se utilizo el
laser de CO, extirpando la lesion e incluyendo el periostio
para asegurar una exéresis completa (Figura 3). El resulta-
do anatomopatoléogico de esta segunda biopsia volvid a ser
de CPL. Al mes se observo que la herida quirurgica habia
cicatrizado sin complicaciones

El protocolo de seguimiento comprende controles periodi-
cos cada 6 meses el primer afio y posteriormente cada afo.
Actualmente después de 10 meses de seguimiento, no existe
evidencia de recidiva de la lesion.

Discusiéon

El CPL es un tumor casi exclusivo de la glandula parétida
siendo muy rara y controvertida su aparicion en otras glan-
dulas salivales (3). Su posible origen es discutido por varios
autores (2-4,8), entre ellos Thompson y Bryant (8), conside-
ran que se trata de una verdadera proliferacion neoplasica de
los conductos de las glandulas salivales, y por el contrario,
otros autores (3) opinan que se trata de un proceso reactivo
o metaplasico.

El primer caso de CPL localizado en glandulas salivales
menores fue descrito en 1954, y desde entonces se han publi-
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cado muy pocos casos en la literatura (1,5,9). En la revision
publicada por Eveson y Cawson (3) en 1986 sobre 278 casos
de TW, sdlo 2 se presentaron en la glandula submaxilar,
siendo la localizacion mas frecuente la glandula parétida
con el 99,2% de los casos. Toida y cols. (10) en un estudio
clinicopatolégico de 82 casos de tumores de glandulas
salivales menores no encontraron ningun caso de CPL. De
igual modo, Jaber (11) en una serie de 75 casos de tumores
de glandulas salivales menores, encontré 26 localizados
en el paladar duro (34,6%) pero ninglin caso correspondid
aun CPL. También Yih y cols. (12) publicaron un estudio
retrospectivo de 213 casos de tumores de glandulas salivales
menores, con 91 casos (42,72%) localizados en el paladar de
los que ninguno fue un CPL. En ambos estudios (11,12) el
adenoma pleomorfo fue el tumor benigno mas frecuente y
el carcinoma mucoepidermoide el tumor maligno diagnos-
ticado con mayor frecuencia.

El TW aparece en adultos, presentando la mayor incidencia
entre los 58 y los 70 afios de edad (3,5). Respecto al sexo, para
algunos autores la proporcion entre hombres y mujer es similar,
1,6:1 (3), aunque en este aspecto existe gran controversia porque
otros autores (2,5) encuentran un predominio del sexo mascu-

. lino frente al femenino con una proporcion de 5:1.
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La localizacion mas frecuente del CPL es la glandula par6-
tida, aunque se han descrito algunos casos en mucosa yugal
(1), la glandula submaxilar (3), labios y paladar (1,5). En
las grandes series (3), el 99,2% de los TW se localizaban
en la glandula parétida y solo el 0,8% en la glandula sub-
maxilar.

La Organizacion Mundial de la Salud clasifica al TW dentro
de los tumores epiteliales benignos. Macroscopicamente el
TW se presenta como una masa ovoide o esferoidea, con una
capsula fibrosa densa y mostrando multiples compartimentos
quisticos, llenos de un material viscoso, amarillo o pardo.
No obstante, Eveson y Cawson (3) encontraron un 77% de
casos con la capsula incompleta, un 8% completa y un 16%
de tumores en los que no habia evidencia de cépsula.
Microscopicamente es un tumor bien delimitado y tipicamen-
te quistico y papilar, con un revestimiento epitelial adenoide
columnar eosinéfilo oncocitico dispuesto en dos capas que
descansa sobre un estroma linfoideo. La microscopia elec-
tronica confirma la acumulacion masiva de mitocondrias
en el citoplasma de las células epiteliales oxifilas, asi como
la presencia en ellas de estructuras cristaloides. La inmu-
nohistoquimica ha demostrado que la mayor parte de estos
linfocitos son del tipo B, el 50% contienen IgG, el 33% IgA
y el resto IgM, IgD e IgE (13) En relacién con las cantidades
relativas de los componentes epitelial y linfoide se han dife-
renciado varios subtipos del TW, lo que ha permitido senalar
una evolucion en la progresion tumoral en base al aumento
del componente linfoide (2).

Algunos autores (2) consideran el TW como una prolife-
racion epitelial adenomatosa que promueve una reaccion
linfoidea secundaria mediada por fenémenos inmunologicos
intratumorales.
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Se han descrito algunos casos malignos, tanto en relacién con
el componente epitelial como con el linfoideo, asi como la
aparicion de una leucemia o de metastasis en este componen-
te (6). Skalova y cols. (7) presentaron un caso de carcinoma
de células escamosas a partir de un CPL localizado en la
glandula parétida en una mujer de 80 afios de edad.
Clinicamente el TW suele mostrarse como una tumoracion
de lenta evolucion, habiéndose publicado casos con hasta
20 afios de evolucion (3). Nuestro caso con una evolucion
de 8 afios estaria dentro de estos parametros evolutivos. La
palpacion tumoral suele ser fluctuante dada su constitucion
quistica y el tamafio puede variar desde pocos milimetros a
centimetros. Asi en la serie de Eveson y Cawson (3), el 56%
de los tumores median entre 1 y 3 cm., el 40% de 4 a 6 cm.
y s6lo uno excedid los 10 cm. de diametro.

El diagnostico diferencial de esta neoplasia debe realizarse
preferentemente con el adenoma pleomorfo y el cistoadeno-
ma (14). El diagnostico anatomopatologico es general-mente
facil, pero y también debe diferenciarse del adenoma cana-
licular, del sialoade-noma, asi como de un quiste branquial
cuando afecta a la glandula parotida.

La gammagrafia con el radioisotopo pertecnato de Tecnecio
99m suele ser util en el diagnostico de las neoplasias paro-
tideas, ya que el TW capta el isétopo y se comporta como
un nodulo caliente.

El tratamiento de eleccion de estos tumores es la extirpacion
local con un buen margen de seguridad para evitar posibles
recidivas. Es importante tener presente el hecho de que
cuando se localizan en la glandula parotida de un 5 aun 10%
pueden ser bilaterales y de un 10 a un 15% multicéntricos.
En la serie publicada de Eveson y Cawson (3), 30 fueron
bilaterales (5%) y 3 casos (1%) recidivaron, al afio y a los 3
y 7 alos respectivamente.

Podemos concluir que el CPL es un tumor salival benigno
muy infrecuente en las glandulas salivales menores. El
tratamiento de eleccion es la extirpacion quirdrgica con
margenes de seguridad para evitar su recidiva y/o la posible
malignizacion de este tumor. La posibilidad de recidiva en las
neoplasias salivales obliga a programar controles periddicos
cada 6 meses durante 10 afios al menos.
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