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Cistoadenoma papilar oncocitico de glandula parétida. Caso clinico

Papillary oncocytic cystoadenoma of the parotid gland. Case report

Rodolfo Avila U', Maria E. Samar R2, Marta S Furnes?®, Gabriel M. Fonseca P*.

RESUMEN

El cistoadenoma es un tumor epitelial benigno raro de gldndulas salivales, de creci-
miento lento y asintomatico, que forma grandes masas uni o multiloculares con desarro-
llo papilar intraluminal. Si bien es mds frecuente en glandulas salivales menores, se ha
destacado lo inusual de la lesion en gldndulas salivales mayores. Se presenta el caso de
una mujer de 60 afios, quien consultd por una masa indolora, blanda y de consistencia
quistica en glandula pardtida derecha, de crecimiento lento y progresivo. Su evolucion
fue de varios meses con piel de la zona intacta. Se realizé parotidectomia superficial. El
examen histopatolégico demostro cistoadenoma papilar oncocitico, tumor que ha sido
destacado por su infrecuencia, y con una manifestacion en parétida sumamente rara y
de variados patrones histolégicos. Su reconocimiento es trascendente para el profesio-
nal en casos como el que se presenta, pues su diagndstico diferencial incluye lesiones
con aspecto clinico similar y en algunos casos comportamiento agresivo.
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ABSTRACT

The cystadenoma is a rare benign epithelial tumor of salivary glands, characterized
by slow growing and asymptomatic presentation, forming large uni or multilocular mas-
ses with intraluminal papillary development. Although it is more frequent in minor sali-
vary glands, it has been emphasized the unusual of the major salivary glands affection.
We present the case of a 60-year-old woman consulting for a painless, soft mass with
cystic consistency in the right parotid gland, slow and progressive growing. The tumor
evolved for several months keeping the skin of the area intact. A superficial parotidec-
tomy was performed. Histopathological examination demonstrated a papillary oncocytic
cystadenoma, a tumor that has been noted for its low frequency, and with extremely rare
parotid manifestation and varied histological patterns. Its recognition is relevant for the
professional in cases such as the one presented, since its differential diagnosis includes
lesions with similar clinical appearance and in some cases aggressive behavior.
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INTRODUCCION

El cistoadenoma (CA) de glandulas salivales es una
rara neoplasia benigna, mas frecuente en glandulas
salivales menores y sumamente inusuales en las
gldndulas salivales mayores’. La terminologia y
definicion de CA ha sido inconsistente en el pasado y
s6lo de manera reciente ha sido enlistada como entidad
distintiva histopatoldgica, con formas papilares y
mucinosas, esta (ltima mucho mds infrecuente®*.

Se encuentra entre el 4,2% vy el 4,7% de los
tumores benignos, con un sutil predominio en
mujeres y una mayor prevalencia entre las 6* y 8°
décadas de vida (su promedio de edad ronda los
57 afios)®*. Clinicamente, el CA de glandulas sali-
vales mayores suele presentarse como una masa
de aumento progresivo de tamafio, compresible
y asintomatica, mientras que los de mucosa oral
suelen manifestarse como nddulos de superficie
lisa que se asemejan a mucoceles®*. Al corte, se
observan multiples espacios quisticos pequefios
0 un unico quiste grande rodeado de ldbulos de
tejido glandular o conectivo®.

Su relativa infrecuencia se ve reflejada en su
escasa mencion en la literatura®, y especificamen-
te del CA de pardtida solo existen reportes aislados
destacando su rareza*. Se presenta un caso de CA
de parétida con especial atencion a sus caracteris-
ticas histomorfoldgicas y a su diagnostico diferen-
cial de otros tumores salivales.

CASO CLiNICO

Mujer de 60 afios consultd por una masa indolora
en la porcion caudal de la region de la glandula
parétida derecha, cuyo crecimiento lento vy
progresivo tuvo varios meses de evolucion. El
tumor era bien delimitado y de consistencia
quistica, con piel de la zona intacta.

Fue removido mediante parotidectomia super-
ficial obteniéndose una pieza quirtrgica de 4,0 x
3,2 x 0,6 cm. Si bien no exhibia una verdadera
capsula, el tumor se encontraba relativamente
bien circunscripto, y constituido por estructuras
quisticas de diferentes tamafios, paredes delgadas
y contenido mucoide. Se identificaron tres nodos
linfoides intraparotideos, el mayor de 1,0 x 0,9 x
0,7 cm, y el menor de 0,3x 0,2 x 0,2 cm.

El examen histopatol6gico demostrd una pro-
liferacion epitelial formando mdltiples estructuras
quisticas separadas por tejido fibroso (Figura 1A).
Los quistes presentaban proyecciones papilares
epiteliales focales (Figura 1B), con un eje central
de tejido conectivo; estaban revestidos por un
epitelio biestratificado con zonas poliestratificadas
y células cuboideas y columnares, rodeado por
una membrana basal engrosada eosinéfila y PAS
positiva (Figuras 1C y D).

Las células tumorales eran de tipo oncocitico
con apetencia tintorial eosindfila; algunas, con
cambio mucinoso, tenian un citoplasma claro de

Figura 1. Cistoadenoma papilar
oncocitico de paroétida, estudio
histopatoldgico. (A) Se sefialan las
estructuras quisticas (*) (H/E. 40x).
(B) Proyeccion papilar del epitelio
tumoral (flecha negra) y édreas del
epitelio con cambio metaplésico de
tipo apocrino (flecha blanca) (H/E.
400x). (C) Epitelio tumoral con
areas poliestratificadas. Espacios
microquisticos intraepiteliales (*)
(H/E. 400x). (D) Gruesa membrana
basal PAS positiva (flechas).
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aspecto espumoso (Figura 2A), fuertemente PAS
positivo y metacromatico con azul de toluidina
(Figura 2B). La superficie luminal de las células
exhibia cambios metapldsicos de tipo apocrino con
pequefias protrusiones citoplasmaticas digitifor-
mes en el apice de las mismas (Figura 1B). Fueron
evidentes ademas espacios microquisticos intrae-
piteliales con contenido acidofilo, metacromatico y
PAS positivo (Figura 2B).

No se observaron atipias celulares ni figuras
de mitosis. En un sector del tumor se aprecid una
formacion quistica solitaria rodeada de un infiltra-
do linfocitario y contenido eosinofilo con células
descamadas vy linfocitos. Los tres nodos linfoides
intraparotideos presentaron una histoarquitectura
normal; uno de ellos contenia formaciones ducta-
les revestidas por un epitelio acidéfilo oncocitico.
La expresion del marcador de proliferacion celular
Ki-67 fue negativa. El diagnéstico microscépico
fue de CA con células oncociticas, mucosas y me-
taplasia apocrina. No se observé recurrencia de la
lesién dos afios después de la cirugia.

DISCUSION

El CA ha sido destacado en la literatura por su
infrecuencia, y su manifestacion en parotida
ha sido mencionada como sumamente rara y
de variados patrones histol6gicos'?. Han sido
informados casos de este tumor con predominio
de células en anillo de sello®, de estroma linfoide®,

con cristaloides de tirosina’ o de a-amilasa?, todos
tipos morfohistologicos absolutamente inusuales.

Aunque los archivos del Armed Forces Insti-
tute of Pathology (AFIP) reportaron que el CA en
glandulas salivales mayores es mas frecuente que
el de las homdlogas menores>3°'° Auclair y cols
sugieren que los CA en parétida reportados por el
AFIP, en realidad fueron diagndsticos erroneos de
otros quistes, hiperplasias ductales y tumores de
glandulas salivales®. De hecho, Gallego y cols, en
una muestra de 693 tumores de glandulas salivales
no encontraron ningdn caso de CA en glandulas
salivales mayores''. Asi mismo, se ha recomenda-
do interpretar los datos estadisticos con cautela ya
que los criterios diagndsticos de CA se han visto
modificados con el correr de los afos™.

La etiopatogenia de CA es aln controvertida,
y se han mencionado a la proliferacion del epitelio
indiferenciado de los ductos intercalados de la
glandula salival y a una simple reaccion hiperpla-
sica papilar intraductal como probables origenes'.
La mayoria de los casos de CA son multiloculares,
bien circunscritos con una capsula fibrosa com-
pleta o incompleta rodeando espacios quisticos
de namero y tamafio variable. EI contenido suele
poseer material eosindfilo con células epiteliales,
inflamatorias o espumosas dispersas. El epitelio de
revestimiento esta constituido principalmente por
células columnas y cuboidales con un crecimiento
papilar intraluminal en la mayoria de los casos®*.
La variante papilar de CA (la méas frecuente) se
compone de quistes multiloculares o unilocula-

Figura 2. Cistoadenoma papilar oncocitico de parotida, tipos celulares tumorales. (A) Gélulas de tipo oncocitico (flecha blanca) y
células mucosas (flecha negra) (H/E. 400x). (B) Gélulas mucosas (flecha negra) y contenido de los espacios quisticos intrapapilares

(flecha blanca) metacromaticos (azul de toluidina pH 3,8. 400x).
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res de gran tamafio con invaginaciones papilares
proyectadas hacia la luz quistica. La variante mu-
cinosa, por otra parte, se compone de multiples
quistes alineados por un epitelio columnar con pe-
quefios nucleos situados basalmente. Los Iimenes
contienen mucinas PAS y mucicarmin positivas y
crecimiento papilar limitado™32.

La diferenciacion oncocitica evidente en nues-
tro caso, ha sido descrita como fendmeno infre-
cuente en los CA de glandulas salivales mayores'.
Estos cambios, descritos como un incremento del
volumen citoplasmatico con caracter granular y
marcada eosinofilia’?, pueden desarrollarse focal
o0 extensivamente en todos los CA y configurar la
denominada variante oncocitica’?45. En ella, los
oncocitos se encuentran dispuestos en estructu-
ras papilares mono o biestratificadas asemejando
otras lesiones tumorales benignas como el tumor
de Warthin o el oncocitoma'®, o raras formas
tumorales malignas en las que se han descrito
subvariedades o tipos dotados de diferenciacion
oncocitica y en las que en ocasiones se ha sefa-
lado de manera curiosa, una menor agresividad
frente a las mismas formas o variedades no onco-
citicas sugiriendo que la senescencia tisular podria
jugar un papel en la patogénesis de estos subtipos
tumorales™. Las formas celulares oncociticas ha-
bitualmente son faciles de reconocer a nivel dptico
y no originan mayor dificultad diagnostica; sin em-
bargo, en casos de muestras tumorales pequefias
puede ser dificil el reconocimiento, con lo que se
ha sugerido aplicar técnicas de inmunotincion para
reconocer los cambios oncociticos en la patologia
salival, reconocer algunos cuadros insospechados
en el estudio convencional y establecer la histogé-
nesis de algunas formas tumorales™.

El reconocimiento de este tumor es sumamente
trascendente para el profesional pues su diagnosti-
co diferencial incluye lesiones con aspecto clinico
similar y en algunos casos comportamiento agresi-
vo™. Aunque la ubicacién del CA permitiria en mu-
chos casos diferenciarlo de mucoceles, adenomas
pleomorfos, queilitis glandulares y linfangiomas®'2,
también deben considerarse al papiloma intraductal
(mas frecuente en gldndulas salivales menores?), al
oncocitoma (con ausencia de los patrones micropa-
pilares®), a los quistes branquiales (de improbable
presencia de células oncociticas*) y al ya menciona-
do tumor de Warthin. En este Gltimo caso, aunque

el estroma con nddulos linfoides conspicuos per-
mitiria su reconocimiento', se ha reportado que la
sola ausencia de este signo no deberia considerarse
tnico patron histologico para diferenciarlos, y que la
pronunciada irregularidad del revestimiento epitelial
—indicio caracteristico del CA—, junto a los hallazgos
inmunohistoquimicos deben ser considerados ele-
mentos de juicio en los casos dudosos®.

La contraparte maligna del CA, el denominado
cistoadenocarcinoma, es un tumor extremadamen-
te raro pero clave para ser tomado en cuenta si se
observa marcada atipia celular, actividad mitotica
0 un evidente patron de crecimiento invasivo*'.
Otras neoplasias malignas a considerar son el
carcinoma de células acinares y el carcinoma
mucoepidermoide de bajo grado de malignidad.
El primero es reconocible por sus granulos cito-
plasmaticos PAS positivos diastasa resistentes en
las células tumorales y las marcadas formaciones
papilares con células en forma de clavas, caracte-
risticas ausentes en el CA*'°. Aunque el carcinoma
mucoepidermoide de bajo grado de malignidad
puede presentar células tumorales con vacuolas
intracitoplasmaticas y desarrollar areas quisticas al
igual que el CA, no presenta las papilas caracteris-
ticas y contiene poblaciones celulares escamosas,
intermedias y claras ausentes en el CA*"°. Se ha
destacado ademas, que la irregularidad del epitelio
del CA no debe tentar al diagndstico de algun tipo
de neoplasia maligna si no puede demostrarse cla-
ramente un franco crecimiento infiltrativo3®.

Los CA son tumores benignos y se recomienda
la remocion quirdrgica conservadora pero comple-
ta sobre la que la recidiva es muy poco probable?.
Asi mismo, la falta de evidencia de comportamien-
tos destructivos locales y la relativa inactividad de
los tumores que han favorecido su descubrimiento
incidental, la evidencia histologica de un buen
encapsulamiento y la ausencia de mitosis y atipias,
hacen mas probable que estas recurrencias sean
solo atribuibles a una escision incompleta de una
neoplasia de crecimiento lento o a la falla diag-
nostica de un cistoadenocarcinoma de bajo grado
de malignidad?. En 2000, Michal y col informaron
sobre la transformacion maligna de un CA mucino-
so con diferenciacion apocrina focal en la glandula
parotida izquierda de un paciente de 45 afios'®, por
lo que se recomienda el cuidadoso seguimiento
posquirdrgico de estas lesiones.
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