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{Cual es su diagnostico?

What should the diagnosis be?
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Paciente mujer de 39 afios de
edad con antecedentes persona-
les de Miotonia congénita (Enf. de
Thomsen), Hipotiroidismo prima-
rio subclinico y bocio difuso y Aler-
gia a Penicilinas. Acude a consulta
de Cirugia Oral y Maxilofacial, pre-
sentando tumoracién de partes
blandas en hemicara izquierda en
relacién con pared anterior de seno
maxilar desde hace un mes.

A la exploracién fisica se obje-
tiva tumoracién localizada a nivel
de la regién geniana izquierda de
1,5-2 cm de diametro, bien deli-
mitada, movil, de consistencia elas-
tica y no adherida a piel ni planos
profundos. No se observa nada
mas patoldgico en el resto de la
exploracion.

Ante estos hallazgos solicitamos una Puncién-Aspiracién con
aguja fina (PAAF), no obteniendo material suficiente para llegar a
un diagnéstico. Al mismo tiempo se solicita una Tomografia Com-
putarizada facial (TC) (Fig. 1), en la cual se visualiza, en las partes
blandas situadas anteriormente con respecto a la pared anterior del
seno maxilar izquierdo, un engrosamiento que adopta una mor-
fologia nodular, que capta moderadamente contraste y que pre-
senta una extensién craneo-caudal aproximada de 1,8 cm. Esta
lesién se acompana de hiperintensidad de la grasa subyacente, aun-
que no produce erosion ni deformidad dsea.

Por dltimo se realiza estudio preoperatorio y se programa la
extirpacion quirdrgica.
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Figura 1. Engrosamiento de partes blandas de morfologia nodu-
lar, localizado a nivel de pared anterior de seno maxilar izquierdo.
Figure 1. Thickening of soft tissue with a nodular morphology, by the
anterior wall of the left maxillary sinus.

Female patient, 39 years old, with
a medical history of congenital
myotonia (Thomsen'’s disease), sub-
clinical primary hypothyroidism with
diffuse goiter and allergy to peni-
cillins. She attended the Oral and
Maxillofacial Unit as over the previ-
ous month she had noted a tumor-
like mass of soft tissue on the left
side of her face by the anterior wall
of the maxillary sinus.

On physical examination a tumor-
like mass was observed that was
located by the left genian area. It
had a diameter of 1.5 cm — 2 cm,
was well-defined, movable with an
elastic consistency and it did not
adhere to the skin nor to the deep-
er layers. No further pathological
findings were made during the
remainder of the examination.

Given these findings, a Fine Needle Aspiration Puncture
(FNAP) was requested, but not enough material was obtained
to give a diagnosis. A facial Computed Tomography (CT scan)
was also requested (Fig. 1) that showed a thickening of the
soft tissue in front of the anterior wall of the left maxillary sinus.
It had a nodular morphology that showed moderate enhance-
ment and that revealed a craniocaudal extension of approx-
imately 1.8 cm. The underlying fat of the lesion was also hyper-
intense although there was no bone erosion or deformity.

Lastly a preoperative study was carried out and the sur-
gical excision was programmed.
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Adenoma pleomorfo intraoral

Intraoral Pleomorphic Adenoma
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Bajo anestesia local, se llevé a cabo la extirpacion de una masa
firme y bien encapsulada, a través de una incisién en fondo de ves-
tibulo izquierdo del paciente (Fig. 2).

La mucosa que cubria la lesion era de caracteristicas normales.
La pieza quirdrgica obtenida presentaba un diametro de 1x 1,8 cm,
era de consistencia elastica y no presentaba calcificaciones. (Fig. 3).

El estudio anatomopatoldgico definitivo de la pieza extirpada,
revel6 un adenoma pleomorfo 6 tumor mixto de glandula salivar
menor (Fig. 4).

Discusion

Los tumores de glandulas salivales representan aproximada-
mente el 3% de las neoplasias de cabeza y cuello en el adulto y alre-
dedor del 8% de los mismos en la infancia.’

Entre ellos el adenoma pleomorfo, es el tumor de glandula sali-
var mas frecuente, representando entre el 40 y el 70% de todos los
tumores que afectan a glandulas salivales mayores y menores.23

Este tumor puede aparecer a cualquier edad, aunque es mas
prevalente entre la 4% y la 6* década de la vida, y es ligeramente
maés frecuente en mujeres.*

Los tumores que se desarrollan en las glandulas salivares meno-
res, representan el 22% de todas las neoplasias de glandulas saliva-
res. La mayoria de ellos son malignos, siendo benignos sélo el 18%,
y dentro de estos el adenoma pleomorfo es el tumor benigno mas
frecuente.s El lugar mas frecuente dénde aparece cuando afecta a
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Under local anesthesia, a firm, well-encapsulated mass
was removed by means of an incision at the back of the
patient’s left vestibule (Fig. 2).

The characteristics of the mucosa covering the lesion
were normal. The surgical specimen that was obtained had
a diameter of 1 x 1.8 cm. lts consistency was elastic and it
did not have any calcifications (Fig. 3).

The definitive anatomopathologic study of the sample
removed revealed a pleomorphic adenoma or mixed tumor
of the minor salivary glands (Fig. 4).

Discussion

Tumors of the salivary glands represent approximately
3% of the neoplasms of the head and neck in adults and
around 8% in infants.! Of these, the pleomorphic adenoma
is the most common tumor of the salivary glands representing
between 40 and 70% of all the tumors affecting the major
and minor salivary glands.23

This tumor can appear at any age, although it is more
prevalent between the 4th and 6t decades in life and it is
slightly more frequent in women.*

The tumors that develop in the minor salivary glands rep-
resent 22% of all neoplasm of the salivary glands. Most of
these are malignant and only 18% are benign. Within these
the pleomorphic adenoma is the most common benign tumor.?
The most common place for it to appear when affecting the
minor salivary glands is the palate (up to 50% of cases),* fol-
lowed by the upper lip, buccal mucosa, floor of the mouth,
tongue, pharynx, retromolar area and nasal cavity.

Recently authors such as Jansisyamont and cols.,$ reg-
istered a series of 80 cases of minor salivary gland tumors,
with a rate of 21.3% for pleomorphic adenomas with 39.5%
affecting the palate.

Of the malignant tumors affecting the minor salivary
glands, the most common was the cystic adenoid carcinoma.”
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glandulas salivares menores es el paladar,
(hasta el 50% de los casos)?, seguido por
el labio superior, mucosa bucal, suelo de
boca, lengua, faringe, area retromolar y
cavidad nasal.

Recientemente autores como Jansisya-
mont y cols.,é han registrado en une serie
de 80 casos de tumores de glandula sali-
var menor, una frecuencia de 21,3% de
adenomas pleomorfos, afectando en un
39,5% de los casos al paladar.

Dentro de los tumores malignos que
afectan a glandulas salivares menores,
el més frecuente es el carcinoma adenoi-
de quistico.”

Clinicamente el adenoma pleomorfo
aparece como un nédulo habitualmente
Gnico, de crecimiento lento e indoloro.
La piel o la mucosa que lo rodea suele
tener caracteristicas normales, y el tumor
no se adhiere a planos profundos, excep-
to cuando afecta al paladar duro; en estos
casos puede extenderse hacia el perios-
tio y el hueso subyacente.#

A la palpacion pueden tener cavidades
quisticas, siendo en estos casos blandos,
mientras que si presentan formacion 6sea
o cartilaginosa su consistencia es mas dura.

En cuanto a la histologia, el adenoma
pleomorfo es una mezcla de elementos
epiteliales y estromales, el estroma puede
ser condroide, mixoide o hialino. La his-
togénesis del tumor se relaciona con una
proliferacion de células de caracteristicas
ductales y/o mioepiteliales. La diferencia-
cién mioepitelial de las células supone un
papel importante a la hora de determinar
la apariencia final de los tumores mixtos.
La mayoria de los estudios muestran una
gran variedad de células en los tumores
mixtos, en unos casos con caracteristicas
epiteliales y en otros son completamente
mioepiteliales, y entre estos dos extremos
pueden aparecer células menos diferen-
ciadas que muestran elementos ductales
y mioepiteliales al mismo tiempo.8

Para llegar al diagnéstico de estos tumo-
res, es importante la presentacion clinica
de los mismos, ya que puede orientarnos
hacia su posible naturaleza benigna é malig-
na. Son fundamentales tanto la PAAF cémo
la biopsia incisional, y en este sentido exis-
ten estudios cémo el desarrollado por Ceru-
lli'y cols.,” que comparan la eficacia de
ambas técnicas para establecer el diagnds-

Figura 2. Se aprecia abordaje quirtrgico en fondo de vestibulo

izquierdo.

Figure 2. The surgical approach can be appreciated at the back of

the left vestibule.

Figura 3. Pieza quirlrgica de 1x 1°8cm, de consistencia eldstica.
Figure 3. Surgical specimen measuring 1 x 1.8 cm, with an elastic

consistency.

e

Figura 4. Imagen microscépica de la preparacion histolégica,
dénde se observan ttbulos alineados por hilera ductal, y otra hile-
ra periférica de células mioepiteliales modificadas dentro de una

matriz condroide/mixoide.

Figure 4. Microscopic image of the histologic preparation showing
rows of tubular cells lined by ductal structures, and another perip-
heral string of modified myoepithelial cells within a chondroid/myxoid

matrix.
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Clinically the pleomorphic
adenoma appears as a
painless, slow-growing nod-
ule that is usually solitary.
The skin or mucosa that
surrounds it tends to have
normal characteristics and
the tumor does not adhere
to deeper areas, except
when it affects the hard
palate. In these cases it can
extend towards the perios-
teum and the underlying
bone.*

On palpation it may have
cystic cavities, these being
soft, but if bone or carti-
laginous formation is pre-
sent it will be firmer.

With regard to its histolog-
ical characteristics the pleo-
morphic adenoma has a
mixture of epithelial and
stromal elements. The stro-
ma can be chondroid, myx-
oid or hyaline. The histo-
genesis of the tumor is
related to a proliferation of
cells with ductal and/or
myoepithelial characteris-
tics. Myoepithelial cell dif-
ferentiation has an impor-
tant role when determining
the final appearance of
mixed tumors. Most stud-
ies show a large variety of
cells in mixed tumors, in
some cases with epithelial
characteristics and in oth-
ers they are completely
myoepithelial, and,
between  these  two
extremes, less differentiat-
ed cells may appear that
have both ductal and
myoepithelial elements.
In order to diagnose these
tumors, their clinical pre-
sentation is important, as
this can help us determine
their possible benign or
malignant character. FNA
is fundamental as is an inci-
sional biopsy, and in this
sense there are studies such
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tico preoperatorio en casos de tumores de paladar; llegando a la con-
clusién de que la PAAF presenta una precision del 91,6% en el diag-
néstico del adenoma pleomorfo vs carcinoma adenoide quistico cuan-
do se desarrollan en glandulas salivares menores en paladar.

Por ultimo el TAC es (til para establecer la localizacion exacta
del tumor y permite orientar el tratamiento quirdrgico.

El potencial de transformacién maligna del adenoma pleomor-
fo se estima en torno al 6%, aunque este riesgo aumenta hasta el
10% cuando el tumor tiene mas de 15 afios de evolucién.!

El diagnéstico diferencial de los adenomas pleomorfos intrao-
rales, cuando afectan a la mucosa bucal, hay que establecerlo fun-
damentalmente con neurofibromas y otros tumores mesenqui-
males benignos.

El tratamiento de estos tumores es esencialmente quirlrgico; en
aquellos tumores benignos aparentemente bien encapsulados, la
resecciéon tumoral con un margen adecuado de tejido sano cir-
cundante es necesaria para prevenir posibles recurrencias locales,®
ya que estos tumores se caracterizan por poseer extensiones micros-
cbpicas hacia el tejido sano circundante debido a dehiscencias en
la falsa capsula que los rodea.

Spiro y cols.,'0 registraron una tasa de recurrencias del 7% de
1342 pacientes con neoplasias parotideas benignas y un 6% en
pacientes con tumores benignos de glandula salivar menor.

Otra opcidn terapedtica seria la radioterapia postoperatoria que
permitiria reducir la tasa de recurrencias sobre todo en aquellos
casos en los que el tumor afecta al espacio parafaringeo, y no es
posible la reseccién completa.!!
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as those carried out by Cerulli'y cols.,” that compare the effi-
ciency of both techniques for establishing a preoperative
diagnosis in palatal tumor cases. They reached the conclu-
sion that FNA had a precision of 91.6% in the diagnosis of
pleomorphic adenoma vs. cystic adenoid carcinoma when
appearing in the minor salivary glands of the palate.

Lastly CAT scans are useful for establishing the exact
location of the tumor and it enables adapting surgical treat-
ment.

The potential for malignant transformation of the pleo-
morphic adenoma is estimated at around 6%, although this
risk increases to 10% when the tumor has been evolving for
more than 15 years.!

The differential diagnosis of intraoral pleomorphic ade-
noma, when the buccal mucosa is affected, has to be estab-
lished fundamentally with neurofibromas and other benign
mesenchymal tumors.

The treatment for these tumors is essentially surgical.
For benign tumors that are apparently well-encapsulated,
tumor resection with an adequate margin of surrounding
healthy tissue is necessary for preventing possible local recur-
rence$, as these tumors have characteristic microscopic exten-
sions towards surrounding healthy tissue due to dehiscence
of the false capsule surrounding it.

Spiro and cols. 10 registered a rate of recurrence of 7%
in 1342 patients with benign parotid neoplasms and 6% in
patients with benign tumors of minor salivary glands.

Another therapeutic option would be postoperative radlio-
therapy that would permit reducing the rate of recurrence
especially in those cases where the tumor affects the para-
pharyngeal space and complete resection is not possible.™





