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Paciente varén de 64 aios de edad,
con antecedentes de hipertension arte-
rial, Glcera duodenal antigua, apendi-
citis con peritonitis intervenida y vari-
ces en extremidades inferiores, que es
remitido por el anestesista al observar
en la exploracién oral una tumoracion
en la lengua, desapercibida por el
paciente desconociendo el tiempo de
evolucién. No referia dolor ni otra cli-
nica regional ni general acompafan-
te.

A la exploracién intraoral se evi-
dencia tumoracién en borde lateral
derecho de lengua, redondeada, sub-
mucosa, no ulcerada, de coloraciéon
amarillenta y de consistencia dura de
aproximadamente 2 cm de diametro
(Fig. 1). Era indolora y la sensibilidad
de la regién estaba conservada. Las
gléndulas submaxilares y el suelo de
la boca eran normales. No se eviden-
ciaron adenopatias cervicales.

Ante el aspecto benigno de tumor
de partes blandas y la ausencia de cli-
nica y datos concluyentes, se decidié
realizacion de biopsia excisional
mediante laser de CO, en modo con-
tinuo a 10 watt de potencia (Fig. 2),
obteniéndose la enucleacion comple-
ta del tumor, vaporizando con poste-
rioridad el lecho muscular en modo
desenfocado a 10 watt, sin necesitar
puntos de sutura (Fig. 3).

Figura 1. Lingual tumor.
Figure 1. Tumoracion lingual.

Figura 2. Biopsia excisional.
Figure 2. Excisional biopsy.

Figura 3. Enucleacién completa y vaporizacién del lecho muscu-
lar con laser CO».

Figure 3. Complete enucleation and vaporization of the muscle bed
with CO; laser.

Male patient, 64 years old,
with a history of arterial hyper-
tension, having a duodenal
ulcer for some time. He had
been operated for appendicitis
with peritonitis, had varicose
veins in the lower extremities,
and had been referred to us by
the anesthetist on observing
during oral examination a
tumor-like growth in the
tongue. This had not been
noticed by the patient who was
unable to say how long he had
had it for. It was painless and
there was no additional region-
al or general clinical [observa-
tions].

During the intraoral examina-
tion, a tumor-like growth was
observed on the edge of the
right side of the tongue which
was round, submucosal, non-
ulcerated, yellowish in color,
hard and with a diameter of
approximately 2 cm (Fig. 1). It
was painless and there was no
loss of sensitivity in the area.
The submaxillary glands and
the floor of the mouth were
normal. Cervical adenopathies
were not observed.

An excisional biopsy was decid-
ed upon using a CO; laser in a
continuous mode with a
strength of 10 watts (Fig. 2),
as it appeared to be a benign
tumor of soft tissues and there
was a lack of clinical [symp-
toms] and conclusive data.
Complete enucleation of the
tumor was achieved, the mus-
cle bed was then widely vapor-
ized using 10 watts, and sutur-
ing was not necessary (Fig. 3)
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El analisis microscépico revelé la presencia de adipocitos con
variabilidad de tamafrio (Fig. 4), en su mayoria bien diferenciados,
con presencia de lipoblastos en nimero variable (Fig. 5) y ocasio-
nales atipias.

El nédulo se correspondia con una neoplasia de adipocitos, en
concreto de un liposarcoma bien diferenciado «lipoma like».

La lesién estaba rodeada por una fina capa de tejido conectivo,
estando totalmente extirpada en la cirugia. Posteriormente, se deci-
di6é un seguimiento clinico y radiolégico del paciente, sin eviden-
ciarse recidiva a los 6 meses de evolucién.

Discusion

Actualmente, el liposarcoma es considerado el sarcoma de par-
tes blandas mas comun, suponiendo el 20% de todos los tumores
malignos mesenquimales de partes blandas en el adulto.1

Las localizaciones mas comunes incluyen muslos, nalgas y retro-
peritoneo.1 Los liposarcomas de la cabeza y el cuello son infre-
cuentes, constituyendo en distintas series publicadas del 5,6 al 9%
del total.1,2 Los liposarcomas intraorales son sumamente raros cons-
tituyendo el 10% de los de cabeza y cuello.?

Las localizaciones de cabeza y cuello publicadas en la literatura
son: cuero cabelludo (12 casos), laringe (29 casos), hipofaringe (8
casos), eséfago (6 casos), cavidad oral (81 casos), cuello (22 casos)
y 6rbita (26 casos).46

Dentro de la cavidad oral la localizacién mas frecuente varia
de unas series publicadas a otras (Tabla 1).

El liposarcoma aparece mas frecuentemente en el varén.5, 7 La
edad de presentacion oscila de 28 a 83 arios ( media de 49,5 afios).5
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Microscopical analysis revealed the presence of adipocytes
of different sizes (Fig. 4), generally well-differentiated, a vari-
able number of lipoblasts (Fig. 5) and some atypia.

The nodule corresponded with a neoplasy of adipocytes,
and more precisely with a lipoma-like, well-differentiated
liposarcoma.

The lesion was surrounded by a fine layer of connec-
tive tissue, which had been completely removed during the
surgery. Clinical and radiological following of the patient was
later decided upon, and after 6 months there was no evi-
dence of any recurrence.

Discussion

Liposarcoma is currently considered the most common
sarcoma of soft tissues, accounting for 20% of all mes-
enchymal malignant tumors of soft tissues in adults.?

It is most commonly found on the thighs, buttocks and
retroperitoneum.’ Liposarcomas of the head and neck are
infrequent, representing in the different series that have been
published, between 5.6 and 9% of the total.’2 Intraoral
liposarcomas are extremely rare representing 10% of those
of the head and neck.?

Those located in the head and neck which have been
published in the literature are: scalp (12 cases), larynx (29
cases), hypopharynx (8 cases), esophagus (6 cases), oral
cavity (81 cases), neck (22 cases) and orbit (26 cases).*¢

Within the oral cavity the most frequent locations dif-
fer from one published series to another (Table 1).

Liposarcoma appears more frequently in males,5” the
age range being between 28 and 83 years (median 49.5
years).5 In most patients the tumor is diagnosed after the
fifth decade of life.*

Although the specific etiology of liposarcoma is unknown,
its association with trauma and the resulting hematoma,
approximately a year before the development of the tumor,
has been published.’ 8

In the case we are reporting there could be a connec-
tion, as the location in a free part of the tongue towards the
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En la mayoria de los pacientes el tumor
es diagnosticado después de la quinta
década de la vida.s

Aungue la etiologia especifica del
liposarcoma es desconocida, se ha
publicado una asociaciéon con el
traumatismo y subsiguiente hema-
toma, precediendo en un afio apro-
ximadamente al desarrollo del
tumor.58

En nuestro caso, podria estar rela-
cionado, ya que la localizacién, en la
zona libre posterior de la lengua, se
correspondia con una posible area de
roce por mordedura.

En la mayoria de los casos publica-
dos, el liposarcoma oral cursa como
una masa de lento crecimiento e indo-
lora.

El marcador mas importante del
comportamiento clinico y prondstico
del liposarcoma es el subtipo histol6-
gico.”

Actualmente la clasificacién histo-
patolégica del liposarcoma de la OMS
(1994)2, distingue 5 variantes (Tabla
2) y no difiere demasiado de la pro-
puesta por Enzinger y Winslow, 8 a
principios de los afios 60, salvo en un
quinto subtipo (liposarcoma indife-
renciado).

Histologia

En la localizacién intraoral, las series
publicadas mas recientemente mues-
tran una marcada predominancia por
el tipo histolégico bien diferenciado
«lipoma like» (95%).5 El subtipo «lipo-
ma-like»,estd compuesto por adipo-
citos maduros que muestran variaciéon
de tamafio celular y escasa atipia nucle-
ar.

Durante mucho tiempo, la presencia y el nimero de lipoblas-
tos multivacuolados se considerd criterio diagndstico de liposarco-
ma bien diferenciado, sin embargo actualmente se sabe que el
nuimero de lipoblastos puede variar desde varios a ninguno, no sien-
do requisito absoluto para su diagnéstico.'® Por otra parte, un nime-
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Figura 4. La gran variabilidad en el tamafo de los adipocitos es
una de las caracteristicas morfolégicas que més ayudan al diag-
néstico del liposarcoma bien diferenciado.

Figure 4. The great variety in the sizes of the adipocytes is one of the
morphological characteristics that is of most help in diagnosing a well-
differentiated liposarcoma.
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Figura 5. En el liposarcoma bien diferenciado, es caracteristica la
presencia de lipoblastos, su nimero puede ser muy variable y su
presencia no es necesaria para hacer un diagnéstico morfolégico.
Figure 5. The presence of lipoblasts is a characteristic of the well-
differentiated liposarcoma. Their numbers may be very variable and
their presence is not necessary for a morphological diagnosis.

back, could have been related
to friction from biting.

In the majority of the studies
published, the oral liposarco-
ma evolves as a slow growing,
painless mass.

The most important marker in
clinical behavior and progno-
sis of liposarcoma is the histo-
logical subtype.”

The current histopathological
classification of liposarcoma by
the WHO (1994)s, distin-
guishes 5 variants (Table 2)
which do not differ too much
from the proposals of Enzinger
and Winslow, 8 at the begin-
ning of the 60s, except in a
fifth subtype (the undifferenti-
ated liposarcoma).

Histology

The series published more
recently show a clear predom-
inance in intraoral location of
the well-differentiated lipoma-
like histological type (95%).5
The lipoma-like subtype is com-
posed of mature adipocytes dis-
playing variations in cellular size
and little nuclear atypia.

For a long time, the presence
and number of multivacuolat-
ed lipoblasts was considered a
diagnostic criteria for well-dif-
ferentiated liposarcoma. How-
ever, we now know that the
number of lipoblasts can vary
from several to none, and that
they are not an essential
requirement for a diagnosis.’?

On the other hand a considerable number of benign adipocyte

ro importante de tumores adipociticos benignos presentan lipo-
blastos, como son: lipoma tipo «spindle cell», lipoma pleomérfico,

lipoblastoma y condrolipoma.

Cytogenetics

El liposarcoma bien diferenciado esta caracterizado por un ries-

go de recurrencia local del 30%, aunque es incapaz de metastati-
zar, a menos que sufra una indiferenciacion.

tumors have lipoblasts, such as: spindle-cell type lipoma,
pleomorphic lipoma, lipoblastoma and chondrolipoma.

The well-differentiated liposarcoma is characterized by
a risk of local recurrence of 30%, although it is unable to
spread unless it becomes undifferentiated.

The well-differentiated liposarcoma is characterized by
the presence of giant chromosomes and ring chromosomes
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Citogenética

El liposarcoma bien diferenciado se
caracteriza por la presencia de cro-

Tabla 1. Localizaciones de liposarcoma en la cavidad oral

Nikitakis
(43 casos)*

Nascimento
(23 casos)s

mosomas gigantes y cromosomas en  * Mejilla 22 (50%) .
anillo derivados del brazo largo del * Lengua U 12 Go%)
cromosoma 12.11 En estos cromoso-  © Suelo de boca 4 2
mas hay amplificacion y subsiguien- ® Paladar : :

y p - y 9 e Encia mandibular 3 1
te §?breexpre5|on de genes de la | g maxilar 2 0
region 12q13-15,2 llamados MDM2, .« 1abio 1 2

CDK4 y SAS, que se relacionan con la
tumorogénesis de varios sarcomas de
hueso y de tejidos blandos, incluyen-
do el liposarcoma.2

El inmunofenotipo negativo
MDM2 en los lipomas puede ser usado

Table 1. Locations of liposarcoma in the oral cavity

Nikitakis
(43 cases)4

Nascimento
(23 cases)5

para distinguir entre lipoma y liposar- ~ * “heek G ]
. . . . e Tongue 7 12 (50%)

coma bien diferenciado «lipoma- | " o 4 .

like».1 * Palate 4 1

e Mandibular gumbs 3 1

e Maxillary gumbs 2 0

Diagnéstico * Lip 1 2

Esta bien documentada la dificul-
tad de diagnoéstico del liposarcoma
mediante PAAF e incluso con biopsia.¢
La histologia de un liposarcoma bien
diferenciado puede asemejarse fiel-
mente a la del lipoma, pues los lipo-

Tabla 2. Clasificacion de liposarcoma de la OMS ( 1994)°

1.

Liposarcoma bien diferenciado:
e Jipoma-like»
e Esclerosante
¢ Inflamatorio

blastos pueden estar ausentes o pre- 2. Liposarcoma mixoide

sentes de forma difusa en el tumor, 3. Liposarcoma «ound-cell

por lo que una PAAF o una biopsia 4. Liposarcoma indiferenciado
5. Liposarcoma pleomorfico

pueden no contener estas células. De
aqui que a menudo se precise la resec-
cién completa de la masa para el diag-
néstico definitivo histopatolégico (Fig.
6).

El aspecto radiografico de los
liposarcomas varia enormemente.
El tipo bien diferenciado, tipica-
mente tiene una apariencia homo-
génea en la TC, semejante a la del
lipoma, con una intensa demarca-
cién de los tejidos circundantes. Los
otros tipos histolégicos de liposar-
coma tienen una apariencia mas

Table 2. Liposoma classification of the WHO( 1994)?

1.

SN

Well-differentiated liposarcoma:
e Lipoma-like

e Sclerosing

e Inflammatory

Myxoid liposarcoma
Round-cell liposarcoma
Undifferentiated liposarcoma
Pleomorphic liposarcoma

Liposarcoma lingual

derived from the long arm
of chromosome 12.17 In
these chromosomes there is
amplification and the sub-
sequent overexpression of
genes of the 12q13-15
region,'? labeled MDM2,
CDK4 and SAS, which are
related with the tumorige-
nesis of various bone and
soft tissue sarcoma, includ-
ing liposarcoma.?

The MDM2 negative
immunophenotype of the
lipomas can be used to dis-
tinguish between lipoma
and well-differentiated lipo-
ma-like liposarcoma.!!

Diagnosis

The difficulty in diagnosing
liposarcoma using FNAB
and even with biopsy, is
well documented.¢ The his-
tology of a well-differenti-
ated liposarcoma can be
extremely like that of a lipo-
ma, as lipoblasts may be
absent or completely wide-
spread in the tumor. A FNA
or a biopsy may not contain
these cells. Often complete
resection of the mass is
therefore necessary for a
definitive histopathologic
diagnosis (Fig.6).

The radiographic appear-
ance of liposarcomas varies
enormously. The well-dif-
ferentiated type, has a typ-
ical homogenous appear-
ance on the CT scan, simi-
lar to that of the lipoma,
with sharp demarcation

heterogénea.’3

Las caracteristicas de los liposarcomas en la RM, también han
sido publicadas, aunque el diagndstico preciso con esta modalidad
alin no es posible.™

Recientes estudios se han mostrado prometedores en el uso
de espectroscopia RM de protones para el diagnéstico de lipo-
sarcoma. Esta técnica puede predecir la histologia del tumor,
basandose en la cantidad de triglicéridos y fosfatidilcolina del
tumor.™

from surrounding tissues. Other histological types of liposar-
comas have a heterogeneous appearance.’

The characteristics of liposarcomas in MRI, have also
been published, although precise diagnosis with this modal-
ity is still not possible.™

Recent studlies with proton NMR spectroscopy have showed
promise regarding the diagnosis of liposarcoma This technique
can forecast the histology of the tumor, based on the amount
of triglycerides and phosphatidylcholine in the tumor.’s
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Diagnéstico diferencial

Cuando se examina un tumor graso
en una localizacién intraoral, hay que
tener en cuenta tumores benignos con
componente adipocitico (hibernoma,
angiolipoma, condrolipoma, fibrolipo-
ma, lipoma, lipoma «spindle cell»), otros
tumores benignos (mixoma, adenomas
pleomoérficos ), tumores malignos (mixo-
fibrosarcoma, histiocitoma maligno,
mesenquimoma maligno ), granuloma
de silicona y necrosis grasa.' El diagnds-
tico diferencial es puramente histolégi-
co.

. . Figura 6. Pieza quirlrgica.
Los granulomas de silicona empie-  Figure 6. Surgical sample.
zan a ser comunes debido a su uso fre-

cuente en cirugia plastica de implantes

de silicona en labios y mejillas. Se trata de una inflamacién granu-
lomatosa con formacién de vacuolas rodeadas por células gigantes
multinucleadas, que puede simular lipoblastos.

Tratamiento

El tratamiento recomendado para el liposarcoma es la extirpa-
cién radical con margenes libres de tumor, asegurando los mismos
de forma intraoperatoria.3”.13 La simple enucleacién del tumor
aumenta la probabilidad de recidiva. Aunque la mayoria de las veces
la recurrencia tumoral es del mismo tipo histolégico, también puede
recurrir como un tumor de mas alto grado. Si es dificil obtener mar-
genes limpios, debido a la envoltura de estructuras neurovascula-
res, algunos autores consideran el uso de radioterapia adyuvante
para reducir la probabilidad de recidiva local.'s La quimioterapia
puede ser eficaz en el tratamiento de tumores irresecables o como
tratamiento adyuvante.'¢ La diseccién ganglionar no esté indica-
da en estos tumores, a menos que exista una clara evidencia de
metastasis, las cuales son extremadamente raras.!16

Pronéstico

Dentro de los distintos tipos histolégicos de liposarcoma, son
de bajo grado el bien diferenciado y el mixoide, y de alto grado el
tipo «round cell», el indiferenciado y el pleomérfico.

El prondstico del liposarcoma esta directamente relacionado su
localizacion y sobre todo con el tipo histolégico. Las variantes de
liposarcoma bien diferenciado y mixoide de bajo grado, tienen el
mejor prondstico, con una tendencia a la recurrencia local pero con
pequefio o nulo potencial metastasico. Las variantes «round cell»,
indiferenciado y pleomérfico tienen peor pronéstico, con una ele-
vada incidencia de metastasis y fallecimientos.

Hasta ahora en distintas series publicadas, hay una marcada pre-
dominancia por los liposarcomas de bajo grado. Asi en una revision
de 76 pacientes con liposarcomas de cabeza y cuello, se identificd
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Differential diagnosis

When a fatty tumor with an
intraoral location is exam-
ined, one has to take into
consideration benign tumors
with adipocyte component
(hibernoma, angiolipoma,
chondrolipoma, fibrolipoma,
lipoma, spindle cell lipoma),
other benign tumors (myxo-
ma, pleomorphic adenomas)
malignant tumors (myxofi-
brosarcoma, malignant his-
tiocytoma, malignant mes-
enchyoma), silicone granu-
loma and fat necrosis.” The
differential diagnosis is pure-
ly histological.

Silicone granulomas are starting to become common due
to their frequent use in plastic surgery for silicone lip and
cheek implants. They consist in a granulomatose inflam-
mation with vacuoles surrounded by multinucleated giant
cells that can mimic lipoblasts.

Treatment

The treatment recommended for liposarcoma is radical
extirpation of the tumor, with intraoperative confirmation of
free margins.3 7. 13 Simply enucleating the tumor increases the
risk of a relapse. Even though on most occasions tumor recur-
rence is of the same histological type, it can recur as a high-
er grade tumor. If obtaining clear margins is difficult, due to
the membrane of neurovascular structures, some authors con-
sider the use of adjuvant radiotherapy [to be necessary] in
order to reduce the probability of local recurrence.’s Chemother-
apy can be efficient in the treatment of tumors that cannot
be resectioned or as adjuvant therapy.’s Ganglionic dissec-
tion is not indicated for these tumors, unless there is clear evi-
dence of metastasis which would be extremely unusual.’.’6

Prognosis

Within the different histological types of liposarcoma,
well-differentiated and myxoid are low grade, and round cell,
undifferentiated and pleomorphic are high grade.

The prognosis of liposarcoma is directly related to loca-
tion and particularly to histological type. Low grade, well-
differentiated and myxoid variants have a better prognosis,
with a tendency for local recurrence, but with a small or non-
existent metastasic potential. Round cell, undifferentiated
and pleomorphic variants have a worse prognosis, with a
higher rate of metastasis and death.
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un 62% de bajo grado y un 38% de alto grado.” En otra revisién
de 44 pacientes con liposarcoma oral, un 80% era de bajo grado y
un 20% de alto grado. La tasa de supervivencia a largo plazo esta
maés relacionada con la recidiva local incontrolada que con la dise-
minacién metastésica.

Aunque el marcador mas importante del comportamiento cli-
nico del liposarcoma es el tipo histolégico, debido a la dificultad de
clasificacion del liposarcoma mediante criterios microscépicos, algu-
nos autores han propuesto identificar marcadores pronésticos a tra-
vés de analisis moleculares y citogenéticos. Varios estudios han reve-
lado modelos de cambio molecular que son muy Uutiles para espe-
cificar los distintos tipos de liposarcoma, asi como para aclarar pato-
génesis, proponer un nuevo sistema de clasificaciéon y determinar
el prondstico del liposarcoma.

Conclusiones

Los liposarcomas son poco frecuentes en las regiones de cabe-
za y cuello y sumamente raros en la cavidad oral. Las localizaciones
intraorales mas frecuentes son la lengua y la mejilla. El diagnésti-
co de confirmacién es anatomopatoldgico. El principal marcador
de comportamiento clinico y pronéstico es el tipo histolégico. En
la cavidad oral el tipo histolégico mas frecuente es el liposarcoma
bien diferenciado «lipoma like», el cual esta caracterizado por un
riesgo de recidiva local alto (30%), aunque tiene bajo o nulo poten-
cial metastatico. El tratamiento de eleccién debe ser la reseccién
radical con margenes libres de tumor, para disminuir la probabili-
dad de recidiva. Aln asi, es necesario un seguimiento a largo plazo
del paciente.
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In the different series that have been published, there
has been up until now, a marked predominance of low grade
liposarcomas. During the following of 76 patients with liposar-
comas of the head and neck, 62% were low grade and 38%
were high grade.” In another following of 44 patients with
oral liposarcoma, 80% were low grade and 20% were high
grade. Long term survival is related more with uncontrolled
local recurrence than with metastasic dissemination.

Even though the most important marker in the clinical
behavior of liposarcoma is histological type, due to the dif-
ficulty in classifying liposarcoma using microscopical crite-
ria, some authors have proposed identifying prognosis mark-
ers using molecular and cytogenetical analysis. Several stud-
ies have revealed models of molecular change which are very
useful for specifying the different types of liposarcoma, as
well as for clarifying pathogenesis, proposing a new classi-
fication system and determining the prognosis of liposar-
coma.

Conclusions

Liposarcoma are very infrequent in the regions of the
head and neck and extremely rare in the oral cavity. The
most frequent intraoral locations are in the tongue and cheek.
Confirmation is through anatomicopathological diagnosis.
The principle marker of clinical behavior and prognosis is the
histological type. In the oral cavity the most frequent his-
tological type is the well-differentiated (lipoma-like) liposar-
coma, which is characterized by high local recurrence (30%),
although it has a low or non-existent metastasic poten-
tial. The treatment of choice should be radical resection with
tumor free margins, in order to reduce the probabilities of
recurrence. A long term following of the patient is, never-
theless, necessary.
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