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Un gigante oculto: presentacion de un adenoma pleomorfico sublingual de
gran tamano.
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Resumen

Introduccion: Las neoplasias de glandulas salivales son un hallazgo extremadamente raro, dentro de los cuales los tumores de
glandulas sublinguales estan caracterizados por ser malignos en su mayoria (>70-90%), con mayor prevalencia en adultos de
40 aiios, de etiologia incierta, asociandose a su desarrollo algunos factores como cigarrillo, radiacion, traumatismos, genética
y otros. Caso clinico: paciente joven de 20 afios con una masa submental de cinco afios de evolucidn, que ocupd la totalidad
del piso de la boca, refiriendo disfagia progresiva y sensacion de cuerpo extrafio al deglutir; al examen fisico presenta disfonia,
elevacidn de la base de la lengua, contactando con la cara lingual de la epiglotis, dado por una masa blanda, mévil, no dolorosa.
En tomografia de cuello con contraste endovenoso se observa lesion ocupante de espacio de 8,5 cm, redondeada, bien
delimitada, heterogénea, con imagenes hipodensas en su interior. Se realiza puncidn aspiracion aguja fina no concluyente.
Se realiza reseccion oncoldgica de tumor de piso de boca, reportando en hallazgos histopatoldgicos: adenoma pleomdrfico
celular sin evidencia de malignidad. Conclusion: El diagndstico temprano y tratamiento adecuado son esenciales para un buen
prondstico. El seguimiento a largo plazo es importante para detectar recurrencia o transformacién maligna.
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A hidden giant: presentation of a large sublingual pleomorphic adenoma.

Abstract

Introduction: Salivary gland neoplasms are an extremely rare finding, among which sublingual gland tumors are characterized
by being malignant in the majority (> 70-90%), whit a higher prevalence in adults over 40 years of age, of uncertain etiology.
Some factors such as cigarettes, radiation, trauma, genetics and others are associated with its development. Clinical case: a
young patient of 20 years of age with a submental mass of 5 years of evolution, which occupies the entire floor of the mouth,
reporting progressive dysphagia and sensation of a foreign body when swallowing; On physical examination, he presented
dysphonia, elevation of the base of the tongue, contacting the lingual surface of the epiglottis due to a soft, mobile, non-
painful mass. In contrast-enhanced neck tomography, a space-occupying lesion measuring 8.5 cm was observed, rounded,
well-defined, heterogeneous, with hypodense images inside. Inconclusive fine needle aspiration puncture was performed.
Oncological resection of the floor of mouth tumor was performed, reporting histopathological findings: cellular pleomorphic
adenoma without evidence of malignancy. Conclusion: Early diagnosis and complete surgical removal are essential for a good
prognosis. Long-term follow-up is important to detect recurrence or malignant transformation.
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Introduccion

Los tumores de glandulas salivales representan el
3,5% de todos los tumores de cabeza y cuello, de los
cuales las neoplasias de las glandulas sublinguales
abarcan el 0,3-5,2%*, considerandose una entidad poco
frecuente, correspondiendo en su mayoria a neoplasias
malignas (70-90%) que suele presentarse en una edad
promedio de 45-50 afios, siendo poco frecuentes en
jovenes (5%)2. Aunque se desconoce la etiologia de los
tumores benignos de esta localizacidn, en general, se
han relacionado con algunos factores como radiacion,
tabaquismo, trauma, infecciones virales como
citomegalovirus, coxsackie A, influenza A y genética.

Se estima que mientras mas pequefia es la glandula
salival, mayor es la probabilidad de malignidad,
describiéndose los tumores benignos (como el
adenoma pleomorfico)enmenosdel 1% enlasglandulas
sublinguales, 50% de las glandulas submaxilares y 80%
de la glandula parétida?.

La presentacion clinica es muy heterogénea, audn
mas, en pacientes jovenes, en la cual las lesiones de
las glandulas sublinguales suelen estar asociadas a
procesos infecciosos, obstructivos o inflamatorios
y dentro de las neoplasias benignas, las lesiones
linfovascularesy lipomatosas son las mas comunes®, con
una aparicidn subita que desaparece con tratamiento
médico, al contrario de las neoplasias benignas, que
se presentan como una masa indolora, de crecimiento
lento, persistente y larga evolucién.

Detectar un tumor gigante de la gldndula sublingual
a partir de la aparicién de masas en el cuello resulta
complicado. Los hallazgos clinicos y las pruebas de
imagen suelen ser poco especificos y, a menudo, no
permiten distinguir si la lesion es benigna o maligna.
Incluso la puncién con aguja fina, a pesar de tener una
especificidad del 93 %y una sensibilidad del 73 %, arroja
resultados poco concluyentes en hasta el 10 % de los
casos®. Por este motivo es importante un diagnéstico
oportuno, ya que reduce el riesgo de invasion local y
complicaciones respiratorias o deglutorias. Ademas,
permite planificar un abordaje quirdrgico mas
conservador y mejorar la calidad de vida del paciente,
minimizando secuelas estéticas y funcionales.
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Caso Clinico

Paciente masculino de 20 afios de edad, natural y
procedente de Caracas, sin antecedentes médicos
relevantes, antecedentes quirdrgicos: amigdalectomia
a los 10 afios sin eventualidades, niega consumo de
cigarrillo y alcohol. Refiere inicio de enfermedad actual
a los 15 afios de edad, caracterizado por aumento de
volumen en regién submental, no doloroso, progresivo,
de crecimiento lento, al cual posteriormente se asocia
disfonia, sensacion de cuerpo extraifio en la base de
la lengua que dificulta la deglucién y disnea nocturna
posicional. Acude a nuestra consulta donde se observa
gran aumento de volumen en regién cervical anterior
(Figura 1-2), bien delimitado, redondeado, movil, no
doloroso, sin eritema, que a la apertura bucal ocupa
el piso de la boca en su totalidad (Figura 3), se realiza
nasofibrolaringoscopia con evidencia de hipertrofia del
anillo de waldeyer a predominio adenoideo (Figura 4) y
base de lengua elevada por efecto masa del tumor que
contacta con la epiglotis (Figura 5).

Figura 1: Tumor cervical anterior.

Figura 2: Lesion tumoral al examen fisico.

Figura 3: Tumor de piso de boca.
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Figura 4: Hipertrofia adenoidea.

Figura 5: Tumor en contacto con la epiglotis.

En el ultrasonido de piel y partes blandas se confirma
la presencia de imagen hipoecoica, heterogenéa,
encapsulada, de 4x5 centimetros aproximadamente
(Figura 6-7), consono con imagenes tomograficas que
demuestran una masa heterogénea, redondeada, bien
delimitada, con areas hipodensas en su interior, que
ocupa el piso de la boca en su totalidad, con captacion
de contraste hacia la periferia, sin infiltracién de
estructuras adyacentes (Figura 8-10).

Figura 6: Imagen hipoecoica en ultrasonido cervical.

Figura 7: Imagen tumoral en
ultrasonido de partes blandas.
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Figura 8: Tumor que abarca todo el piso
de boca en tomografia.

Figura 9: Tumor que abarca todo el piso
de boca en tomografia.

Figura 10: Corte sagital de tomografia de cuello con
contraste.

Se realizé puncidn aspiracién con aguja fina y biopsia
de aguja gruesa, las cuales se consideraron como
satisfactorias para el estudio y fueron negativas para
malignidad, compatibles con contenido de absceso y
sin presencia de atipias celulares. Estas carateristicas
asi como el crecimiento lento, no expansivo, poco
infiltrativo y no doloroso, permitieron plantear el
diagndstico de tumor benigno de glandula submental.
Esto a diferencia de otros tumores frecuentes como el
adenocarcinoma y el carcinoma adenoideo quistico,
lo cuales presentan un crecimiento rapido, infiltracion
perineural que genera dolor de intensidad variable,
ademas, suele estar acompafiado de metdstasis cervical
e invasion a estructuras como la mandibula.
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Se realizé cirugia mediante abordaje cervical transverso
suprahioideo, se evidencié lesion de bordes irregulares,
blanquecina, redondeada, hipervascularizada, friable,
firmemente adherida a los musculos suprahioideos de
8x5 cm de didmetro (Figura 11-12), donde se realiza
reseccidon oncologica delimitada a los laterales por ambos
vientres anteriores del mdusculo digastrico, superior:
musculo milohioideo, al cual se encontraba firmemente
adherido, e inferior el hueso hioides; conservando el
nervio marginal, lingual e hipogloso. La reconstruccion
primaria fue realizada con el musculo milohioideo con
sutura reabsorbible poliglactina 910 nimero 0. El paciente
egresa de mesa operatoria en buenas condiciones,
iniciando tolerancia a la via oral seis horas posterior
al acto quirdrgico sin eventualiades, egresa del centro
hospitalario y es evaluado en consultas posteriores con
ausencia de disfagia a liquidos y sélidos y con mejoria de
la voz.

Figura 11: Pieza quirurgica.

Figura 12: Tumor de bordes irregulares,
blanquecina, redondeada

El reporte histoldgico macroscopico describe una lesion
que mide 7 x 6 x 5 cm, pardo amarillento, semifirme,
de superficie heterogénea, con areas de hemorragia
(Figura 13). En las secciones histolégicas microscopica
se muestran fragmentos de neoplasia mixta, con
abundante celularidad, constituida por componentes
mesenquimaticos mioepiteliales, estromal condromixoide
y epitelial ductal dado por aisladas glandulas irregulares,
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Figura 13: Corte macroscépico
de adenoma pleomérfico.

rodeado por moderado infiltrado inflamatorio crdnico
a predominio de linfocitos tipicos, fibrosis, focos de
calcificacion distréfica, dreas de hemorragia reciente,
proliferacion y congestidon vascular. Concluyendo como:
Hallazgos histopatolégicos compatibles con adenoma
pleomorfico celular, sin evidencias de malignidad.

Discusion

Los adenomas pleomoérficos de las glandulas
sublinguales suelen ser asintomaticos y se detectan
como un hallazgo incidental durante un examen clinico
0 una prueba de imagen. Sin embargo, los tumores
gigantes pueden causar sintomas como dolor, disfagia,
disfonia y asimetria facial*. El diagndstico de estos
tumores se basa en la combinacidn de evaluacidn
clinica, pruebas de imagen y andlisis histopatoldgico,
el cual puede incluir inmunohistoquimica e incluso
pruebas de biologia molecular para detectar
alteraciones moleculares en tumores malignos que
permitan establecer terapias dirigidas, mejorando el
prondstico y la supervivencia de estos pacientes®. La
ecografia y la resonancia magnética son las técnicas de
imagen mas utilizadas para evaluar los tumores de las
glandulas salivales, donde se observa ecograficamente
como masas bien definidas, con contornos regulares y
capsuladas, que no presentan infiltracién en los tejidos
circundantes, lo cual los distingue de los tumores
malignos. En la resonancia magnética, suelen mostrar
una sefial homogénea, con bordes nitidos y ausencia
de infiltracion a los nervios. La caracteristica clave en la
resonancia es la ausencia de invasidn nerviosa, ya que
la presencia de dolor o entumecimiento puede sugerir
un tumor maligno.

La puncidn con aguja fina (PAAF), es una herramienta
valiosa para el diagndstico inicial, con una sensibilidad
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alrededor del 60-95%, especificidad del 70% y valor
predictivo negativo entre el 27 al 85% 7, sin embargo,
presenta rangos amplios de valor diagndstico dados
por factores independientes como: técnica de
aspiracién, tamafio de la muestra, preparacién del
material, heterogeneidad intratumoral y experiencia
del patdlogo. En estos casos puede utilizarse como
herramienta diagndstica la biopsia realizada por aguja
gruesa (trucut), la cual suele tener mayor sensibilidad
y especificidad respectivamente (90% - 98 al 100%),
aunque no suele realizarse de rutina, representa una
herramienta importante cuando la PAAF es dudosa o
no concuerda con los rasgos clinicos, no obstante, el
diagndstico definitivo requiere la extirpacion quirurgica
completa del tumor y el andlisis histopatoldgico3.

Asi como lo reportan Rosas y cols.5, el rango etario
de presentacién suele ser en adultos de 40-50 afios,
siendo la presentacion en jovenes bastante infrecuente,
ademas de acompaiiarse de un tamafio significativo en
un paciente sin factores de riesgos conocidos.

El tratamiento consiste en la diseccion y exéresis
quirargica completa extracapsular con indemnidad
del tumor y margenes de tejido sano, para evitar asi
recurrencias tumorales, sabiendo que, la enucleacién
en este tipo de tumores esta contraindicada, al
presentar tasas de recidiva que alcanzan el 45% de los
pacientes. Aunque la radioterapia y la quimioterapia
no suelen ser necesarias para los tumores benignos,
pudiera estar indicada en algunos casos como
persistencia o recurrencia tumoral o margenes positivos
por imposibilidad de reseccién tumoral completa por
cercania a elementos nerviosos importantes como el
nervio lingual, hipogloso y marginal®®. Si existe alguna
sospecha de malignidad, estd indicada una reseccion
mas radical y la diseccidn de los ganglios linfaticos®2.

El prondstico de los adenomas pleomoérficos es
generalmente favorable. La tasa de recurrencia es
baja, alrededor del 10%, y la transformaciéon maligna
es aun mas rara, entre el 4% y el 9%. El seguimiento
a largo plazo es importante para detectar cualquier
recurrencia o transformacion maligna®.

Dalampiras y cols.!, expresan que la mayoria de los
tumores en esta zona son malignos, dentro de los
cuales el principal es el adenocarcinoma y el carcinoma
adenoideo quistico en un 70% aproximadamente,
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seguido del carcinoma mucoepidermoide, carcinoma
ductal, entre otros, y su extirpacion completa varia en
dificultad segun el tamafio y la ubicacion del tumor. Esta
complejidad aumenta por la cercania de la glandula
sublingual a estructuras criticas como la mandibula, la
glandula submandibular y su conducto, arteria, vena
y nervios linguales, y los nervios marginal mandibular
e hipogloso, por lo que la técnica quirdrgica se disefid
para respetar margenes de seguridad que protejan
dichos elementos:

e Limite superior: borde inferior de la mandibula y
musculo milohioideo.

¢ Limite inferior: hueso hioides.

e Limites laterales: ambos vientres anteriores del
musculo digastrico.

De estaforma, se garantizaunacirugialibrederiesgocon
un resultado funcional optimo y morbilidad aceptable,
aunado a ello debe realizarse un seguimiento a largo
plazo para detectar recurrencias o transformaciones
malignas de remanentes glandulares.

Conclusiones

Los tumores gigantes benignos de las glandulas
sublinguales representan un bajo porcentaje de
los tumores que afectan esta glandula. Esto ocurre
especialmente en pacientes jovenes donde la mayoria
de los tumores tienen origen infeccioso o maligno. El
diagndstico de los tumores como el que reportamos
es dificil, ya que estas neoplasias suelen ser tener
presentacion clinica diversa. En este caso, al establecer
un diagndstico temprano sustentado en la correlacion
clinica y radioldgica se logré la extirpacion quirurgica
completa. De esta forma se evitd un procedimiento
quirdrgico extenso que incluiria margenes amplios
como los requeridos para tumores malignos, o incluso
la extirpacidon de estructuras como musculos del piso de
la boca. Es ello que consideramos que investigaciones
futuras de estas patologias, deben plantear la creacién
de un algoritmo diagndstico que permita establecer la
identificacién preoperatoria de tumores benignos de
las glandulas salivales menores.
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