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Resumen

Los tumores de la glandula submandibular son
poco comunes, con tipos histolégicos diversos y
pronéstico variable. El propdsito de este estudio fue
presentar un caso de carcinoma adenoide quistico
submandibular en una paciente de 54 anos y anali-
zar sus caracteristicas histoldégicas para determinar
su grado de malignidad y el tratamiento a seguir. El
patrén sélido que predomina en el caso presentado
tiene un riesgo mayor de metastasis a distancia. Re-
sultan clave el diagndstico y la atencién oncoldgica
precoces para su mayor posibilidad de curacién y
sobrevida.

Palabras clave: glandula submandibular; neo-
plasias; carcinoma adenoide quistico (fuente: DeCS
BIREME).

Abstract

Tumors of the submandibular gland are rare, with diver-
se histological types and variable prognosis. The purpo-
se of this study was to present a case of submandibular
adenoid cystic adenoid carcinoma in a 54-year-old fe-
male patient and to analyze its histological features to
determine its degree of malignancy and further treat-
ment. The solid pattern that predominates in the pre-
sented case has a higher risk of distant metastasis. Early
diagnosis and oncological care are key to a better chan-
ce of cure and survival.

Key words: submandibular gland; neoplasms; carci-
noma, adenoid cystic (source: MeSH NLM).

Resumo

Os tumores da glandula submandibular sdo raros, com
diversos tipos histolégicos e progndstico varidvel. O
objetivo deste estudo é apresentar um caso de carcino-
ma adendide cistico submandibular em paciente de 54
anos e analisar suas caracteristicas histoldgicas para
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determinar seu grau de malignidade e o tratamento
a ser seguido. O padrdo sélido que predomina no caso
apresentado apresenta maior risco de metdstases a dis-
tancia. O diagndstico precoce e os cuidados oncoldgicos
sdo fundamentais por sua maior chance de cura e sobre-
vivéncia.

Palavras-chave: glandula submandibular; neoplasias;
carcinoma adendide cistico (fonte: DeCS BIREME).

Introduccion

Como destacan Gontarz et al.! los tumores de las
glandulas salivales son neoplasias infrecuentes que
comprenden aproximadamente 3 a 6% de toda la pa-
tologia neoplasica de cabezay cuello. La localizacién
anatémica mas observada es la glandula pardétida,
seguida por la submandibular y las glandulas sali-
vales menores. En ciertos casos, estas lesiones tam-
bién se originan en el tracto aerodigestivo superior
y las glandulas lagrimales?4.

Existe considerable literatura sobre las neopla-
sias salivales en general, pero sélo escasos trabajos
describen los tumores de la glandula submandibular.
Estos son relativamente poco comunes, con tipos
histoldgicos diversos y prondstico variable®’. Ra-
jappa et al.8, mencionan que comprenden cerca de
8 a 9% de las neoplasias salivales y Sahin et al.?, un
5 a 15%, siendo superior la proporcion de tumores
malignos relacionados con los benignos en glandula
submandibular cuando se los compara con los de la
paroétida.

El tumor benigno mas frecuente diagnosticado
en submandibular es el adenoma pleomoérfico y los
malignos mas comunes son el carcinoma adenoide
quistico (CAQ), el carcinoma mucoepidermoide, el
carcinoma de células escamosas y el adenocarcino-
ma®. Estos autores consideran que, ademas de ser
infrecuentes en esta glandula, son muy heterogé-
neos en cuanto a su tipo histoldgico, presentacion,
recurrenciay sobrevida. Sahin et al.’, citan a Bradley
etal. (2013) y Mariano et al. (2011), quienes demos-
traron una prevalencia de metastasis a distancia su-
perior en los tumores localizados en submandibular
cuando se los comparé con los de pardétida.

En el presente trabajo presentamos un caso de
CAQ de glandula submandibular izquierda, donde
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analizamos su patron morfolégico para determinar
su grado de malignidad y el tratamiento a seguir.

Caso clinico

Paciente femenina de 54 anos que consulté por
una tumoracién localizada por debajo de la mandi-
bula izquierda, de 6 meses de evoluciéon, con dolor
a la palpacién y un crecimiento progresivo el tltimo
mes (Figura 1A). Al examen fisico media 5 cm de dia-
metro, bien delimitada, dura y fija a las estructuras
vecinas, con la piel de la zona sin particularidades.
No se palparon nodos linfoides satélites.

Se indicé una tomografia axial computarizada del
cuello, informandose la presencia de una masa soli-
da y heterogénea, de 5,5 cm de didmetro, que ocu-
paba la region submandibular izquierda (Figura 1B,
CyD,).

Se efectud la reseccion realizandose una incisiéon
arciforme, a 3-4 cm por debajo del angulo mandibu-
lar sobre el borde anterior del musculo esternoclei-
domastoideo, hacia abajo y adelante hasta el nivel
del asta menor del hueso hioides. Se ligd y seccioné
la vena facial posterior, traccionando el cabo supe-
rior hacia arriba para proteger la rama marginal del
nervio facial, que cruza por la cara lateral de este
vaso. Se ligd y secciond la arteria facial y luego se
resecé el nédulo que formaba parte de la glandula
submandibular, respetando el nervio lingual.

Figura 1. Carcinoma adenoide quistico de glandula submandi-
bular. A. Se sefala la localizacién de la tumoracién motivo de la
consulta clinica. B. Tomografia axial computarizada. Corte axial.

C. Tomografia axial computarizada. Corte  coro-
nal. D. Tomografia axial computarizada. Corte sagital.
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El diagnostico histopatologico de los cortes de
la pieza quirurgica coloreados con Hematoxilina y
eosinay Tricrémico de Dane fue CAQ, donde coexis-
tian tres patrones morfolégicos: cribiforme, tubular
y sdlido, comprendiendo este ultimo mas del 30%
del tumor, caracteristico de una lesién Grado Il de
malignidad (Figura 2A, B y C). Las estructuras cribi-
formes estaban constituidas por islotes celulares
con espacios seudoquisticos y seudoglandulares de
tamano heterogéneo. El patréon tubular presentd
estructuras epiteliales de apariencia ductal, que en
ocasiones contenian un material luminal débilmente
eosinofilico. Cordones densamente celulares carac-
terizaban al componente sélido. Se observé, ade-
mas, invasion perineural (Figura 3).

Figura 2. Carcinoma adenoide quistico de glandula submandibu-
lar. A. Patron tubular. Estructuras epiteliales de apariencia duc-
tal (flecha). Coloracion H/E. Objetivo 40x. B. Patrén cribiforme.
Islotes celulares atravesados por espacios seudoquisticos y seu-
doglandulares (flecha). Coloracion H/E. Objetivo 40x. C. Patrén
sélido. Cordones densamente celulares (flecha). Coloracién H/E.
Objetivo 40x.

Figura 3. Carcinoma adenoide quistico de glandula submandibu-
lar. Se sefiala la invasion perineural del tumor (flecha). Nervio (N):
Coloracion Tricromico de Dane. Objetivo 20X.
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El predominio del componente sélido y la inva-
sion perineural se consideraron factores de riesgo
por lo que se indicé radioterapia postoperatoria, ini-
ciada alos 40 dias de la cirugia. La paciente se recu-
perd satisfactoriamente, sin secuelas en los nervios
facial y lingual. En la TAC de control de cuello y t6-
rax, no se observo en la actualidad extension pulmo-
nar o cervical. Se debe seguir el monitoreo periddico
permanente de la paciente.

Discusion

Diferentes autores vinculan a los tumores de
la glandula submandibular con un mayor indice de
malignidad y un peor prondstico en relacién con los
otros tumores salivales, especialmente de la paroti-
da®™°, Por otro lado, el CAQ (Cédigo ICD-O 8200/3)
es el tumor maligno que se desarrolla mas frecuen-
temente en las glandulas salivales menores y en las
glandulas salivales mayores, principalmente sub-
mandibular?3>!1, También compromete a las glandu-
las lagrimales y ceruminosas y otras localizaciones
en cabezay cuello.

Este tumor epitelial maligno es indolente pero
agresivo, con crecimiento lento y destructivo,
constituido por células con diferenciacion ductal y
mioepitelial modificadas. Se diferencia de otros tu-
mores de glandulas salivales de similar composicién
celular, por sus caracteristicas citomorfolégicas y
un patrén de crecimiento cribiforme, tubular y séli-
do'?13, Seglin el patréon de crecimiento que predomi-
nase lo clasificaen Grados |, Il y Ill, como se describe
en el clasico trabajo de Perzin et al.'*. El CAQ Grado
| desarrolla componentes cribiforme y tubular, el
tumor Grado Il componentes cribiforme, tubular y
menos del 30% de sélido y el Grado |l componentes
cribiforme, tubular y mas de 30% de sélido314,

En el caso presentado en este trabajo, la pacien-
te desarrollé un CAQ de glandula submandibular iz-
quierda cuya histopatologia mostré una lesion pre-
dominantemente sdlida. El patrén sélido se asocia a
recurrencias mas frecuentes y a una mayor ocurren-
cia de metastasis. Perzin et al.*4, Ben Salha et al.*> y
Szanto et al.** consideran que este componente se
asocia a un peor prondstico cuando se desarrolla en
una proporcién superior al 30%.
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Ademas, este tumor produjo en nuestra paciente
invasién perineural, factor prondéstico importante
en tumores salivales malignos determinado por la
presencia de epiteliocitos tumorales dentro del es-
pacio perineural, espacio vacio entre los nervios pe-
riféricos y las células perineurales y que incrementa
el desarrollo de metastasis y la invasiéon tumoral,
afectando la sobrevida”®, No obstante, existe un
debate en cuanto a la asociacién entre la invasion
perineural y las metastasis sistémicas!’. Dantas et
al.?° realizaron una busqueda sistematica en las ba-
ses de datos PubMed/MEDLINE, SciElo, Science Di-
rect and Scopus de articulos publicados entre junio
de 2000y junio de 2014 y concluyeron que la inva-
sion perineural no se asocia con metastasis o tasa de
supervivencia sino con la presencia de recurrencia
local y el compromiso de los margenes quirurgicos.

Por otro lado, varios estudios clinicos indican
gue los tumores malignos localizados en la glandula
submandibular se relacionan con mayor nimero de
metastasis, a diferencia de lo que ocurre con aqué-
llos originados en la parétida. Shin et al.?* consideran
que el microambiente de la glandula submandibular
tiene mayor abundancia de vasos sanguineos aso-
ciados al tumor, a diferencia de lo que ocurre en el
CAQ de parétida, lo cual explicaria el riesgo incre-
mentado de las metastasis a distancia del tumor
submandibular. Sin embargo, se deben profundizar
estudios de los mecanismos de angiogénesis para
arribar a conclusiones mas evidentes.
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El tratamiento del CAQ depende de su localiza-
cion, estadio al momento de realizar su diagnéstico
y su comportamiento bioldgico, relacionado con su
histologia, que indica el grado tumoral. Coca-Pelaz
et al.'* consideran que el método elegido para tratar
el CAQ es la reseccién quirurgica radical aseguran-
do margenes libres, acompanada de radioterapia
postoperatoria. Se ha comparado la radioterapia
sola con la combinacién cirugia/radioterapia y Men-
denhall et al.?? concluyen también que esta Gltima
debe ser el tratamiento de eleccion.

Kim et al.?® destacan que el cancer primario de
parétida también ofrece dificultades cuando se
debe decidir una conducta terapéutica debido igual-
mente a su diferente potencial maligno y a su hete-
rogénea histologia. Consideran que la cirugia es el
tratamiento principal y se debe completar con ra-
dioterapia postoperatoria en pacientes con tumores
con margenes positivos, alto grado de malignidad
histoldgica, invasién perineural/vascular/linfatica y
nodos linfoides metastasicos.

Se concluye que el patrén sélido, que predomina
en el caso presentadoy lainvasién perineural tienen
un riesgo mayor de recurrencias, metastasis a dis-
tancia y una peor sobrevida. Algunos estudios indi-
can que el pronéstico de los pacientes con cancer de
la glandula submandibular es peor que el de paréti-
day con mayor incidencia de metastasis ocultas. Re-
sultan clave el diagndstico y la atencién oncolégica
precoces con un control y seguimiento periddicos de
la paciente que dan mayor posibilidad de curaciéony
sobrevida.
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