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(Cual es su diagnéstico?

What'’s your diagnosis?
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Varén de 60 afios de edad sin antecedentes personales de inte-
rés salvo haber sido sometido la semana anterior, a una intervencion
quirdrgica para rehabilitacién mediante implantes en maxilar supe-
rior (Figs. 1y 2). Acude a consulta por dolor intenso en paladar de
una semana de evolucién. A la exploracion fisica apreciamos dos lesio-
nes ulceradas localizadas en paladar duro, con bordes violaceos irre-
gulares, dolorosas y duras a la palpacion (Fig.3). Instauramos trata-
miento con antisépticos topicos y analgésicos sistémicos. Dos sema-
nas después presentd una mejoria clinica evidente, con una total reso-
lucién de las lesiones en 7 semanas (Figs. 4 y 5).

Figura 1. Imagen de la intervencién quirdrgica en la que se aprecia la coloca-
cién de implantes en el maxilar superior.

Figure 1. Image of the surgical intervention in which implants were placed in the
upper jaw.

A 60-year-old man with no personal history of other than
surgical intervention for maxillary implant rehabilitation one
week earlier (Figs. 1 and 2). The patient came to the clinic
for intense palatal pain for a week. In the physical exami-
nation, we found two ulcerated lesions in the hard palate
with irregular, painful, violaceous edges that were hard on
palpation (Fig. 3). We started treatment with topical anti-
septics and systemic analgesics. Two weeks later, the patient
presented evident clinical improvement, with total resolution
of the lesions after 7 weeks (Figs. 4 and 5).

Figura 2. Ortopantomografia postoperatoria.
Figure 2. Postoperative orthopantomography.

Figura 4. Imagen en la que apreciamos el Figura 5. Imagen que muestra la resolucion

aspecto de las lesiones a las 3 semanas de la  completa de las lesiones a las 7 semanas.

Figura 3. Imagen en la que se aprecian las dos  intervencién.

Figure 5. Image showing complete resolution

lesiones ulceradas en paladar a la semana de  Figure 4. Appearance of the lesions 3 weeks after o the lesions at 7 weeks.

la intervencién. surgery.
Figure 3. Image showing two ulcerated lesions
in the palate one week after surgery.
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Sialometaplasia necrotizante

Necrotizing sialometaplasia
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La Sialometaplasia necrotizante (SN) es una enfermedad infla-
matoria, autolimitada y benigna que afecta a las glandulas saliva-
res menores. La etiologia no esta clara. La mayoria de los autores
sugieren que una lesién quimica, fisica o biolégica de los vasos san-
guineos produciria cambios isquémicos, que provocarian infarto del
tejido glandular con necrosis, inflamacién e intento de reparacién.
Secundariamente induciria metaplasia con cambios en los ductos
y tejido de cicatrizacion.!

Discusion

La SN fue descrita por Abrams y colaboradores en 1973.1.2° La
localizacion mas frecuente son las glandulas salivares menores de
cavidad oral y orofaringe y especialmente el paladar.’.25 Se han des-
crito casos a nivel de laringe, senos paranasales y cualquier locali-
zacién en tracto aereodigestivo superior. La media de edad de pre-
sentacién es 46 afios y es mas frecuente en hombres (2:1). La lesién
suele presentarse como un nédulo firme, eritematoso de varios cen-
timetros y que suele ulcerarse.6-10.1421 En el 20% de los casos las
lesiones son bilaterales.’.28 Las lesiones suelen ser dolorosas y pue-
den asociar parestesias.

Microscépicamente hay necrosis coagulativa de glandulas sali-
vares menores e hiperplasia regenerativa de los ductus salivares
adyacentes con metaplasia escamosa. Las lesiones curan espon-
tdneamente en uno o varios meses dependiendo del tamafo.’.217

Los principales diagnésticos diferenciales de Sialometaplasia
Necrotizante son el carcinoma de células escamosas y el carcinoma
mucoepidermoide..217
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Necrotizing sialometaplasia (NS) is a self-limited, benign,
inflammatory disease that affects the minor salivary glands.
The etiology is not clear. Most authors suggest that a chem-
ical, physical, or biological injury of the blood vessels pro-
duces ischemic changes that cause infarction of the glan-
dular tissue, with necrosis, inflammation, and attempted
repair. Secondarily, it induces metaplasia, with changes in
the ducts and scar tissue formation.’

Discussion

NS was described by Abrams et al. in 1973.7.2 The most
frequent location is a minor salivary gland of the oral cavi-
ty and oropharynx, especially the palate.’2* Cases have been
described in the larynx, paranasal sinuses, and locations in
the upper airway and digestive tract. The mean age of pre-
sentation is 46 years and it is more common in men (2:1).
The lesion usually occurs as a firm, erythematous nodule
measuring several centimeters in diameter, which often is
ulcerated.s107421 Lesions are bilateral in 20% of cases.’%8
They usually are painful and paresthesia may be associat-
ed.

Microscopically, there is coagulative necrosis of minor
salivary glands and regenerative hyperplasia of the adjacent
salivary ducts with squamous-cell metaplasia. The lesions
cure spontaneously in a month or so, depending on their
size.1217

The main differential diagnoses of necrotizing sialometa-
plasia are squamous-cell carcinoma and mucoepidermoid
carcinoma.’217

The pathogenesis of NS is debated, but most authors
agree that ischemia is an important mechanism.%22-27 N§
has been described in association with severe non-neoplas-
tic conditions that produce vascular obliteration, such as
injections of local anesthetic, local surgical trauma, dental
prostheses, arteriosclerosis, thromboangiitis obliterans, Ray-
naud disease, sickle-cell anemia, and heavy alcohol and
tobacco use.'213.151620 Different neoplasms have been report-
ed in relation to NS, such as mixed tumor, monomorphic
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La patogénesis de la SN ha provocado cierta controversia, pero
la mayoria de los autores estan de acuerdo en que la isquemia es
un importante mecanismo.'9.2227 La SN ha sido descrita en asocia-
cién con condiciones severas no neopldsicas que producen oblite-
racién vascular, como inyecciones con anestésicos locales, trauma
quirurgico local, prétesis dentales, arteriosclerosis, tromboangeitis
obliterante, enfermedad de Raynaud, anemia falciforme y consu-
mo elevado de alcohol y tabaco.12131516.20 Han sido publicadas dis-
tintas neoplasias en relacién con SN como tumor mixto, adeno-
ma monom6rfico, tumor de Warthin y rabdomiosarcoma.2

Las lesiones linfoproliferativas que se originan en la cavidad nasal,
senos paranasales y paladar duro constituyen un grupo de enfer-
medades denominadas sindrome del granuloma letal de linea media.
Muchas de esas lesiones son linfomas malignos. Los linfomas angio-
céntricos de células T en esta regién anatémica producen necro-
sis vascular, resultante de la invasion vascular y destruccién de los
vasos por células citotdxicas ademas de por la infiltraciéon de célu-
las inflamatorias. Esto produce amplias areas de de ulceracién muco-
sa que pueden confundirs clinicamente con varias enfermedades
inflamatorias y neoplasicas, por ello es necesario realizar una biop-
sia para llegar al diagnéstico. La inusual asociacién de SN con lin-
foma de células T se cree que es debido a la isquemia local de glan-
dulas salivares palatinas, probablemente como consecuencia de la
invasién vascular y destruccion vascular por los linfocitos neopla-
sicos.?

Han sido bastantes los casos de trastornos alimentarios asocia-
dos a sialometaplasia necrotizante.*' En 1998, la SN de paladar
duro fue por primera vez asociada a vémitos de repeticién créni-
cos en 2 pacientes bulimicos.’ Un caso adicional fue descrito por
Scully y Evenson en 2004. La bulimia nerviosa, es un desorden ali-
menticio mas frecuente en chicas jévenes y se caracteriza por la
ingestion de grandes cantidades de alimentos, seguidos por epi-
sodios de vomitos inducidos o abuso de laxantes.

La bulimia y otras condiciones como el reflujo gastroeséfagico
y el alcoholismo crénico puede causar regurgitaciéon de conteni-
do gastrico a la cavidad oral. Los hallazgos clinicos de las compli-
caciones orales de la bulimia incluyen sialoadenosis, xerostomia y
erosién de piezas dentarias.

La patogénesis de la SN esta en relacién con cambios isquémi-
cos; en los pacientes bulimicos parece ser secundaria a lesiones cré-
nicas mecanicas de la mucosa palatina por los vémitos inducidos.

La presencia de Ulcera palatina en adolescente o joven con sig-
nos clinicos de bulimia nerviosa ha de hacernos pensar en el diag-
néstico de SN.

Conclusiones

La SN es una enfermedad inflamatoria benigna. Se acepta que
una pérdida aguda de aporte sanguineo a las glandulas salivares
menores es la principal causa de esta lesion. El diagnéstico princi-
pal ha de realizarse con el carcinoma oral. Clinicos y patélogos
hemos de estar atentos para no cometer errores en el diagnéstico
y tratamiento, teniendo en cuenta que estamos ante una enfer-
medad autolimitada.

Rev Esp Cir Oral y Maxilofac 2008;30,4 (julio-agosto):286-290 © 2008 ergon 289

adenoma, Wartin tumor, and rhabdomyosarcoma.?

Lymphoproliferative lesions that originate in the nasal
cavity, paranasal sinuses, and hard palate constitute a group
of diseases known as lethal midline granuloma syndrome.
Many of these lesions are malignant lymphomas. Angio-
centric T-cell lymphomas in this anatomic region produce
vascular necrosis as a result of vascular invasion and vessel
destruction by cytotoxic cells, in addition to infiltration by
inflammatory cells. This produces large areas of mucosal
ulceration that can be confused clinically with several inflam-
matory and neoplastic diseases, so a biopsy is necessary for
diagnosis. The unusual association of NS with T-cell lym-
phoma is thought to be due to local ischemia of the palatal
salivary glands, probably as a result of vascular invasion and
vascular destruction by neoplastic lymphocytes.?

A fair number of cases of eating disorders have been
associated with necrotizing sialometaplasia.*'" In 1998, NS
of the hard palate was associated for the first time with chron-
ic repeated vomiting in 2 bulimic patients.’” Another case
was described by Scully and Evenson in 2004. Bulimia ner-
vosa is an eating disorder most common among young girls
and characterized by the ingestion of large amounts of foods,
followed by episodes of induced vomiting or laxative abuse.

Bulimia and other conditions like gastroesophageal reflux
and chronic alcoholism can cause regurgitation of the gas-
tric content into the oral cavity. The clinical findings of the
oral complications of bulimia include salivary adenosis, xeros-
tomia, and erosion of dental pieces.

The pathogenesis of NS is related to ischemic changes;
in bulimic patients, it seems to be secondary to chronic
mechanical injury of the palatal mucosa caused by induced
vomiting."?

The presence of palatal ulcer in an adolescent or young
person with clinical signs of bulimia nervosa should suggest
the diagnosis of NS.

Conclusions

NS is a benign inflammatory disease. It is accepted that
the main cause of this injury is an acute loss of the blood
supply to minor salivary glands. The main diagnosis must
be made with oral carcinoma. Clinicians and pathologists
must be alert to avoid diagnostic and therapeutic errors, in
view of the fact that this a self-limited disease.
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