De Castro Avellaner ME, Figueiredo R, Berini Aytés L, Gay Escoda C
Cistoadenoma de glandulas salivales menores. Presentacion de dos casos y revision de la literatura

Cistoadenoma de glandulas salivales
menores. Presentacion de dos casos
y revision de la literatura

Cystoadenoma of minor salivary glands. Two case reports and
review of the literature

De Castro Avellaner ME*, Figueiredo R**, Berini Aytés L*** Gay Escoda C****

RESUMEN

Introduccién: El cistoadenoma es un tumor salival benigno de origen epitelial muy infrecuente que se caracte-
riza 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 nasofa-
ringe, 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 sittan en las glandulas
salivales menores.

Casos clinicos: Se presentan dos casos clinicos diagnosticados histolégicamente de cistoadenoma de una
gléndula salival menor, que acudieron al Servicio de Cirugia Bucal de la Clinica Odontolégica de la Universidad de
Barcelona. Se trata de dos varones de 79 y 86 anos respectivamente, con antecedentes de diabetes no-insulino-
dependiente y Ulcera gastroduodenal en el primer caso y de depresiéon en el segundo caso. Clinicamente, ambos
pacientes presentaban una tumoracién bien delimitada, de consistencia blanda, no ulcerada y sin adherencias a
planos profundos. En el primer caso, la tumoraciéon se situaba en la mucosa labial inferior, media 1x0,7 cm, era
de coloracién idéntica a la mucosa adyacente y existia dolor a la palpacién. En el segundo caso la tumoracién era
asintomatica, de coloracién azulada, se localizaba en la regién del trigono retromolar derecho y media 1,7x1
cm. El tiempo de evolucién para las lesiones fue de 3 y 2 meses respectivamente. El tratamiento en ambos
casos fue la exéresis de la tumoracién con mérgenes de seguridad y el posterior examen anatomopatoldgico.
Discusion: El cistoadenoma es una neoplasia salival benigna rara, descrita por primera vez por Skorpil en el
ano 1941, cuya definicién y naturaleza ha sido controvertida. La clasificacién de los tumores salivales de la
OMS del ano 1972 incluy6 esta entidad dentro del apartado de adenomas monomorfos, sin embargo, en la
Gltima revision del ano 2005, el cistoadenoma constituye una variedad histolégica independiente. En nuestra
casuistica, hemos encontrado 2 casos de cistoadenoma diagnosticados entre los anos 1997 y 2006. Segun la
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revisién de la literatura, el cistoadenoma constituye entre el 2 y el 4,7% de todas las neoplasias de glandulas
salivales menores. No existe acuerdo sobre la etiopatogenia del cistoadenoma, ya que hay autores que la
consideran una verdadera neoplasia, mientras que otros autores creen que se trata de una hiperplasia del
epitelio ductal glandular. Coincidiendo con los casos clinicos presentados, en la literatura se describe una
predileccién por el sexo masculino, siendo la edad de presentacién mas frecuente entre la 6% y la 8% décadas
de la vida. El tratamiento de eleccién es la exéresis local, siendo infrecuente la recurrencia, siempre que la
extirpacién quirargica sea completa.

Palabras clave: Cistoadenoma papilar, adenoma, gléandulas salivales menores.

SUMMARY

Introduction: 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.

Case reports: Histological samples revealed 2 cases of minor salivary glands cystoadenomas in patients who
attended the Oral Surgery department of the University of Barcelona. A man aged 79 years old with medical
history of non insulin-dependent diabetes and gastric ulcer and another male patient with 86 years old with a
previous history of depression. Macroscopic examination showed a well-limited tumour of tender consistency,
mobile and without ulcerous surface. In the first case, the tumour was located in the lower lip, it measured 1 cm
of length and 0.7 cm of width, had the same colour as the adjacent mucosa and was slightly painful when
pressured. In the second case, the tumour was over the right retromolar area, and presented no symptoms and
had a blue colour. The lesion measured 1.7 cm of length and 1 cm of width. The patients referred that the
lesions were present for 2 to 3 months approximately. Surgical removal with margins was performed in both
cases and the samples were sent for histological analysis.

Discussion: Cystoadenomas are uncommon salivary benign neoplasms described for the first time by Skorpil
in 1941, and there has been some controversy about its origin and definition. WHO classification of salivary
tumours in 1972 included this lesion as an adenoma. However in the latest review made in 2005, the
cystoadenoma is considered a separate histological entity. We found two patients with these lesions diagnosed
between 1997 and 2006. According to the literature, the frequency of cystoadenomas varies between 2% and
4.7% of all the minor salivary gland tumours. No etiopatogenic factors have been described and some authors
consider this to be a real neoplasia, while others believe it is a ductal epithelium hyperplasia. Cystoadenomas
are usually diagnosed between the 6th and the 8th decades of life. The treatment of choice is the local excision.
No recurrences have been reported unless the lesion isn't fully removed.

Key words: Cystoadenoma, adenoma, minor salivary glands.
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INTRODUCCION
El cistoadenoma de las glandulas salivales fue des-

crito por primera vez por Skorpil en 1941 (1) como
un adenoma quistico en el que se pueden encontrar
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invaginaciones papilares epiteliales que se proyectan
hacia la luz quistica (2, 3). Esta definicién se refiere
a los cistoadenomas papilares, que fueron identifica-
dos primariamente (3). Posteriormente la Organiza-
ciéon Mundial de la Salud (OMS) (4) incluy6 una va-
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riante que se caracteriza por presentar una elevada
cantidad de células mucosas; se constituyé asi una
nueva entidad; los cistoadenomas mucinosos. La
ultima clasificacion de la OMS conserva las subdivi-
siones y los engloba dentro de la categoria de los
adenomas (5).

El cistoadenoma es un tumor muy similar al ade-
nolinfoma (cistoadenoma papilar linfomatoso o tu-
mor de Warthin) pero que carece de elementos lin-
foides. Las localizaciones mas frecuentes son, segin
Chaudhry y cols. (6), la mucosa del paladar duro, la
mucosa yugal, la porcién posterior de la lengua (6)
o el suelo de la boca (7). Existe gran variabilidad en
cuanto a la incidencia de esta entidad (desde el 2%
hasta el 4,7% de todos los tumores de glandulas
salivales menores) (8).

Debido a esta frecuencia tan baja no existen estu-
dios con una muestra amplia, por que creemos que
la presentacién de dos casos clinicos de cistoadeno-
mas en las glandulas salivales menores puede ser
interesante.

Las caracteristicas que se describen a continuacion,
ayudaran a establecer un diagnéstico diferencial
correcto con otras entidades que presentan caracte-
risticas clinicas similares para implementar de esta
forma el tratamiento adecuado.

CASOS CLINICOS
Caso 1

Hombre, de 79 anos de edad, que acudi6 al Servicio
de Cirugia Bucal de la Clinica Odontoldgica de la
Universidad de Barcelona, remitido desde el Centro
de Atencién Primaria para la valoraciéon de una tu-
moracién ubicada en la mucosa yugal izquierda que
presentaba una evoluciéon de 3 meses.

El paciente era fumador de 20 cigarrillos diarios y
con mas de 30 anos de duracién del habito. Como
antecedentes personales referia diabetes no insuli-
nodependiente, artrosis, Ulcera gastroduodenal no
activa, hipercolesterolemia y habia sido intervenido
quirargicamente por opacidad en el cristalino 4 afnos
antes de la consulta en nuestro Servicio.

En la exploraciéon bucodental se podia observar un
edentulismo total del maxilar superior y un edentu-
lismo parcial en la mandibula (Gnicamente conser-
vaba el 4.3 y el 4.4 con periodontitis crénica).

En el examen clinico de los tejidos blandos se po-
dia apreciar una masa sobreelevada que media
aproximadamente 2 cm de largo por 1 cm de ancho,
localizada entre la cresta alveolar del tercer cua-
drante y el labio inferior, sin sobrepasar la linea media
(Fig. 1A).

La consistencia era blanda, nodular y la palpacion
provocaba un drenaje de liquido seroso por orificios
de 1 mm de didmetro presentes en la superficie de
la tumoracién. La mucosa bucal que cubria la tumo-
racion presentaba un color homogéneo con un fon-
do ligeramente azulado.

En la ortopantomografia se podia apreciar la inclu-
sién del 1.3 que no habia ocasionado sintomatolo-
gla. A parte de este hallazgo, no se encontraron alte-
raciones en la exploracién radiolégica. Tampoco se
palpaban adenopatias o masas cervicales.

En los controles efectuados previamente a la toma
de biopsia, la tumefaccién experimenté cambios de
tamano desde un abultamiento de 2 cm hasta la
regresion casi completa. El principal diagnostico de
presuncién fue el de linfangioma.

Fig. 1A. Caso 1. Aspecto de la tumoracion al evertir el labio inferior.
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Tras efectuar una biopsia incisional se practicé el
andlisis anatomopatolégico cuyo resultado fue de
cistoadenoma papilar de glandula salival menor (Fig.
1B). Dos semanas después, se hizo la reseccion
completa de la tumoracién bajo anestesia local sin
complicaciones intraoperatorias (Fig. 1C). El analisis
de la pieza operatoria resecada confirmé el diagnés-
tico previo.

Fig. 1B. Caso 1. Muestra tefnida con hematoxilina eosina (x20). Se
observan las proyecciones papilares que se dirigen hacia la luz quistica.

Fig. 1C. Caso 1. Aspecto de la lesion durante la diseccién-exéresis
con tijeras de Metzembaum.
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Como secuela de la intervencion quirtrgica aparecioé
un area de hipoestesia en el labio inferior. Transcurri-
do un ano y tres meses, se recuper6 por completo la
sensibilidad de esta zona. No se observé recurrencia
de la tumoracién en el control anual.

Caso 2

Hombre de 86 anos de edad, remitido al Servicio de
Cirugia Bucal de la Clinica Odontoldgica de la Uni-
versidad de Barcelona por presentar una lesiéon de
aspecto azulado en el trigono retromolar.

El paciente padecia Parkinson, depresion, hernia de
hiato e hipertension.

Para el tratamiento de estas entidades el paciente
tomaba Alfuzosina (Benestan retard ®, Sanofi Aventis,
Barcelona, Espana), Carbidopa-levodopa (Sinemet ©,
Bristol-Myers Squibb, Barcelona, Espana), Olanzapina
(Zyprexa ®, Lilly y Dista, Madrid, Espana), Escitalopram
(Cipralex ®, Lunbeck Espana, Barcelona, Espana),
Omeprazol (Omeprazol Sandoz EFG, Sandoz Farma-
céutica, Barcelona, Espana), Pantoprazol sddico
(Pantecta ®, Nycomed Pharma, Madrid, Espana). Ade-
mas referia hipersensibilidad a la penicilina.

En la exploracion bucodental, se podia apreciar una
lesién sobreelevada de color azulado en el trigono
retromolar derecho de consistencia fibrosa a la pal-
pacién y que no provocaba dolor (Fig. 2A). En la
ortopantomografia se podian observar los restos ra-
diculares de 3.3, 3.2. 3.1 y 4.3.

Baséndose en la clinica y en las caracteristicas de la
lesién, se estableci6 el diagnostico de presuncion de
angioma. Ya que este era el principal diagnostico de
sospecha, se decidi6é hacer la exéresis mediante el
laser de CO, intentando minimizar de esta forma la
hemorragia que pudiera producirse durante la resec-
cién de la tumoracién (Fig. 2B).

No se produjeron complicaciones intra o postopera-
torias durante la exéresis y se remiti6 el tejido extrai-
do para el estudio histolégico. El resultado del anali-
sis anatomopatolégico de la lesién fue de
cistoadenoma papilar (Fig. 2C). Durante el ano poste-
rior a la exéresis no apareci6 recurrencia de la lesion.
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Fig. 2A. Caso 2. Lesion de aspecto azulado localizada en el trigono
retromolar derecho.

Fig. 2B. Caso 2. Exéresis-biopsia de la lesion localizada en el trigono
retromolar mediante el laser de CO,.

DISCUSION

En la primera clasificaciéon publicada por la OMS en
1972 (3) se describio el cistoadenoma papilar como

Fig. 2C. Caso 2. Detalle del area papilar de la lesion. La papila se
encuentra rodeada de un epitelio columnar pseudoestratificado
ciliado. Existe infiltracién de células inflamatorias en el tejido
conjuntivo, en el que predominan las células plasmaticas.

una entidad independiente, separada del cistoade-
noma papilar oncocitico o Tumor de Warthin debido
a la ausencia de células linfoides, caracteristica prin-
cipal que diferencia ambos tumores. Se incluia al cis-
toadenoma dentro del grupo de los adenomas mo-
nomorfos en base al patrén histolégico del tumor.

En 1978, Kerpel y cols. (9) publicaron un caso de un
cistoadenoma en la mucosa bucal, proponiendo
como diagndstico provisional el de mucocele. Tras
el andlisis histolégico, encontraron la imagen de un
cistoadenoma papilar, pero compuesto en este caso
por grupos de células mucosas sobre la membrana
basal.

Unos anos mas tarde, esta clasificacién fue modifi-
cada por Seifert y Sobin (4) y se publicé en 1991. En
este momento, el cistoadenoma pasé a constituir
una entidad histopatol6gica independiente que, ade-
mas, se subdividia en los tipos papilar y mucinoso.

Desde el 2005 (5) se incluye al cistoadenoma dentro
de los tumores epiteliales benignos en el grupo de
los adenomas monomorfos conservando las subdi-
visiones antes comentadas (Tabla 1).

La etiopatogenia de esta tumoracién es controverti-
da y algunos autores como Chaudhry y cols. (10)

AVANCES EN ODONTOESTOMATOLOGIA/133



AVANCES EN ODONTOESTOMATOLOGIA
Vol. 27 - Num. 3 - 2011

TABLA 1.- CLASIFICACION DE LA OMS DE
LOS TUMORES BENIGNOS DE ORIGEN
EPITELIAL DE LAS GLANDULAS
SALIVALES (5)

Tumores benignos epiteliales

Adenoma pleomorfo.

Mioepitelioma.

Adenoma de células basales.

Tumor de Warthin.

Oncocitoma.

Adenoma canalicular.

Adenoma sebaceo.

Linfadenoma: sebaceo, no sebaceo.

Papilomas ductales: papiloma ductal invertido,
papiloma intraductal y sialadenoma papilifero.

Cistoadenoma: mucinoso y papilar.

sugieren que el cistoadenoma papilar podria tratarse
de una reaccién hiperplésica papilar intraductal,
mientras que otros investigadores propugnan que
esta entidad seria una variante quistica de los ade-
nomas monomorfos.

Bauer y Bauer (11) atribuyen el origen de esta tu-
moracién al epitelio indiferenciado de los ductus
intercalares de la gldndula salival y otros como Kerpel
y cols. (9) no lo consideran un verdadero tumor
sino una hiperplasia de este epitelio del conducto
salival.

Normalmente, el epitelio que rodea las cavidades
quisticas en el cistoadenoma esté libre de células
linfoides y presenta una notable diferenciacion de las
células escamosas. Se puede observar infiltrado de
células inflamatorias aunque no muy abundante en
el estroma del area subyacente a las células de los
ductus de las proyecciones papilares.

La frecuencia de presentacion de esta entidad es muy

controvertida en la literatura. En este sentido, la
mayor parte de los autores coinciden en que su in-
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cidencia es baja. Mientras que Waldron y cols. (7)
reportan un 8,1% de cistoadenomas dentro del total
de los tumores benignos, otros como Chaudhry y
cols. (6) cifraron en 1961 en un 2% la frecuencia de
estas lesiones. La frecuencia descrita por estos ulti-
mos, podria considerarse como una de las referen-
cias 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 saliva-
les menores). Sin embargo, los criterios diagnésti-
cos y la nomenclatura que fueron establecidos en
1961 son diferentes de los actuales; lo que implica
que debemos actuar con cautela a la hora de inter-
pretar estos datos.

Por este motivo, en un intento de actualizar estos
datos y de describir la frecuencia individual de cada
tumor, Buchner y cols. (12) publicaron un trabajo en
el que revisan la frecuencia relativa de los tumores
intrabucales de gldndulas salivales menores en la po-
blacién del norte de California. Este estudio basén-
dose en la Ultima clasificacién de la OMS, obtienen
una incidencia del 6,3% mas cercana a la descrita
por Waldron y cols. (7) en 1988.

Més recientemente, Wang y cols. (13) revisaron 737
tumores de glandulas salivales menores, encontran-
do Unicamente 6 cistoadenomas de entre los casos
estudiados, por lo que la incidencia que reportan
estos autores estaria muy por debajo de la que esti-
pulaban los estudios previos.

Se han publicado algunos casos (1, 2, 14-16) de
cistoadenomas de glandulas salivales menores pero
no hay acuerdo sobre la localizacién preferente de
esta tumoracion.

En el diagnéstico diferencial se podrian incluir lesio-
nes como los quistes de retencién mucosa o los
mucoceles, los adenomas pleomorfos, la queilitis
glandular y los linfangiomas. Los quistes de reten-
cién mucosa no presentan predileccion por el sexo.
Presentan variaciones en el tamano de la lesion al
igual que uno de nuestros casos y suelen ubicarse
preferentemente en el labio inferior. Si bien los dos
casos tenian un tiempo de evolucién de 2-3 meses,
no referian antecedentes de traumatismos y més con-
cretamente en el caso en que la tumoracién apare-
ci6é en el trigono retromolar (caso 2), es poco fre-
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cuente que un quiste de retencién mucosa aparezca
en esta zona.

La localizacién maés frecuente del adenoma pleomor-
fo es el paladar, lo cual difiere de las dos lesiones
que presentaban nuestros pacientes. Representa el
50 % de los tumores de gléndulas salivales menores
y a pesar de que el aspecto clinico puede ser similar,
el periodo de evolucién del adenoma pleomorfo suele
ser mas lento y progresivo que el de las lesiones
documentadas en este articulo.

Los linfangiomas son tumoraciones que acostum-
bran a observarse en el dorso de la lengua y en los
labios, presentando variaciones de tamano durante
su curso, al igual que en el caso 1.

El diagnéstico de sospecha en el segundo caso se
dirigi6 hacia el hemangioma, debido a la coloraciéon
azulada que presentaba, el curso clinico y la localiza-
cién de la tumoracion.

Se describe un caso en la literatura (16) con carac-
teristicas clinicas similares al caso 1 que presenta-
mos. La lesion, localizada en el labio superior, drena-
ba liquido seropurulento por orificios de pequeno
didmetro que se observaban en la superficie de la
tumoracion. En el estudio histolégico del caso des-
crito por Stoopler y cols. (17) se encuadré como un
cistoadenoma papilar oncocitico, pero tras la exére-
sis completa, el diagnéstico cambié a queilitis glan-
dular. Se encontraron zonas de hiperplasia y meta-
plasia escamosa con adelgazamiento del epitelio en
el andlisis de la pieza de reseccién. En nuestro caso
no se encontraron estas alteraciones del epitelio tan-
to en la biopsia como en el estudio histolégico tras
la eliminacién de la tumoracion.

El tratamiento del cistoadenoma se basa en la exéresis
completa de la lesiéon eliminando el tejido patolégico
sin necesidad de dejar mérgenes de seguridad (12-18).

Por el momento no se ha publicado ningun caso de
recurrencia de las lesiones durante un periodo de
seguimiento minimo de 2 anos y nosotros tampoco
hemos registrado recidivas. Aunque algunos autores
consideran que los cistoadenomas son tumores po-
tencialmente malignos, no hemos encontrado refe-
rencias de malignizaciones en la literatura (12-18).
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