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AXEL A.ALTAMIRANO A SIALOADENOMA PAPILIFERUM

INTRODUCCION

El sialoadenoma papiliferum se ha descrito como una lesion papilar exofitica
asintomatica, que muestra un patron histoldgico distintivo, que se presenta en pacientes de

edad madura.!'?

Desde la primera descripcion que se dio de la lesién, se han reportado menos de 30
casos en la literatura inglesa. En la clasificacion tentativa histologica de tas neoplasias de
glandulas salivales, el sialoadenoma papiliferum se lista en el grupo de adenomas, subgrupo
de Papiloma Ductal.®

Abrams y Finck, describieron por primera vez en 1969, dos casos que encontraron;
eligieron el término de Sialoadenoma Papiliferum, debido a la similitud histolégica de esta
neoplasia de las glandulas salivales con el Siringocistadenoma papiliferum de origen en los

anexos cutaneos.

Incluyendo estos dos casos, originales, se han reportado hasta la fecha, 30 casos
donde se mencionan los estudios de Whittaker y Turner, asimismo los de Castigliano y
Gold; los que fueron clasificados como: Hiperplasia Adenomatosa Oncocitica, el primero, y
como papiloma intraductal el segundo, afios antes de que Abrams y Finck definieran el

término como Sialoadenoma Papiliferum.'®

Existen dos casos emitidos uno por Grushka, y el ofro por Chan. Estos no se
aceptaron, ya que el primero reportada come Sialoadenoma Papiliferum de la glandula
Parotida, carecia de un crecimiento exofitico en la superficie, lo que se considera como
requisito para el diagnéstico y el segundo, debido a que fué descrito clinicamente, como un
nédulo, y debido a que las micrografias y la descripcion microscépica, no indicaban las
caracteristicas papilares exofiticas del Sialoadenoma Papiliferum.®

En el reporte de Solomon, tuvo dudas sobre el diagnostico de esta lesién, por fo que
no se incluyeron en los casos aceptables que fueron reportados. Tampoco se hace mencién
de los que fueron anotados entre los estudios de tumores de glandulas salivales menores de
Regezi, Waldrom, ya que existen disputas entres sus diagnosticos; pero no fué por este
motivo el que no se les haya incluido sino que simplemente formaron parte de estudios
generaltes con pocos detalles especificos.”

1 A
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En el registro de ia AFIP existen 15 casos adicionales de Sialoadenoma Papiliferum.
Estas 15 neoplasias, constituyen solamente un Q. 1% de los 13,749 existentes en las
glandulas salivales de origen epitelial, correspondiendo solo el 0.6% neoplasias benignas en
las glandulas salivales menores, esto es poco menos del 1.3% y el 2.0% de los neoplasias

benignas en glandulas salivales menores reportados por Regezi y Waldrom
respectivamente.‘s)

b2
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ANTECEDENTES HISTORICOS

Castigliano y Gold en el afio de 1954 le dan e! nombre de papiloma introductal a la
lesién conocida hoy como Sialoadenoma Papiliferum,®

Afos antes, Whittaker y Tumer, encontraron dos casos que fueron clasificados
como hiperplésia adenomatosa oncocitica. Castigliano y Gold, publicaron un caso al cual le

dieron el nombre de papiloma intraductal.®

El reporte original de Abrams, contiene dos ejemplos de este tumor que encontrd en
dos personas, una de 71 afos y el otro uno de 57 afios de edad. El primero presentaba una

lesién de la glandula Parétida derecha, y el segundo se trataba de un crecimiento palatino.™®

Desde la publicacion de estos dos ejemplos, se han dado otros dos casos que se
supone son representativos de este. El primero fué publicado por Crokery, quien descubrio
en un hombre de 71 afios, una lesion pedunculada de la mucosa bucal izquierda. El segundo
fue reportado por Jensen y Reingold que en 1973 describieron una lesién papilar

pedunculada en el paladar posterior de un hombre de 48 arios."®

Esta neoplasia de origen incierto, que se presenta en las gléndulas salivales, se ha
descrito como una lesién papilar exofitica asintomatica, que muestra un patrén histoldgico
distintivo en pacientes de edad madura.®”

La ubicacion de esta lesion incluye el conducto excretor de la parotida, 1a unién del
paladar blando y duro, y la mucesa bucal izquierda.””

(V3]
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GLANDULAS SALIVALES

La cavidad bucal cuenta con gléndulas salivales mayores y menores. Las glandulas
salivales mayores comprenden la parétida, submaxilar y sublingual.?” Estas son pares y
estan encargadas de la produccién de casi toda la saliva. Las glandulas salivales menores,
situadas en la mucosa yugal, paladar, lengua y labios, producen solo una cantidad de
saliva. Durante el reposo, las glandulas saiivales principales producen de 1000 a 1500 mi de
saliva en 24 horas. El estimulo principal de la secrecion salival es la presencia de alimentos
en la boca, especialmente de sustancias acidas. La masticacién también estimula la

secrecion salival.?%®

La saliva humedece vy lubrica la cavidad bucal y el esdfago. Esta acci6n permite
deglutir con facilidad los alimentos secos. Para estimular los corplsculos gustativos los
alimentos deben estar disueltos en saliva. Ademas, se considera que la saliva posee una
accion limpiadora sobre la cavidad bucal y los dientes; también puede inhibir la multiplicacién
bacteriana. La enzima ptilina contenida en fa saliva es una amilasa que inicia la digestién del

almidon. @

Glandula-. . Ng
sublingual 1 iy -
b
Conducto i
sublingual

Glandula
submandibular

Fig. 1 Lara Galindo

Los estudios de la composicién de la saliva demuestran que e] 99.5% de ésta es
agua. Los sdlidos contenidos en la saliva incluyen dos amortiguadores de bicarbonato y

fosfato; ademas de sodio, potasio, cloruro, fosfato, sulfato y carbonato de calcio, junto a la
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presencia de pequefias cantidades de material organico, produce fa formacién de calculos

salivales. ®

La glandula submaxilar se encuentra debajo de la rama horizontal del maxilar
inferior, esta rodeada por una capa deigada de tejido conectivo. Ocupa totalmente el
triangulo formado por el vientre antetior y posterior del musculo digastrico. En la parte interna
se relaciona con los mdsculos estilogloso e hiogloso, y en la parte anterior esta limitada por
el musculo milohioideo. La parte mas interna de la glandula esta en contacto con el piso de
fa boca. El conducto submaxilar (o conducto de Wharton), que también mide unos 6 cm de
largo, pasa entre los masculos milohicideo e hiogloso por dentro de la glandula sublingual y
penetra en la boca a un lado de! frenillo de la lengua. @

Fig. 2 Lara Galindo
Las glandulas sublinguales se encuentran debajo de la parte anterior del piso de la
boca y en realidad no son mas que un conjunto de glandulas salivales menores agrupadas.
La saliva excretada penetra en la cavidad bucal a través de numerosos conductos cortos.®
25)

Glandula subligual

Fig. 3 Sobotta
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La glandula pardtida es la mas grande de las glandulas salivales principales ¥
ocupa el espacic que estd inmediatamente por delante de la apofisis mastoides y el
conducto auditivo externo. En la parte anterior, esta por fuera de Ia rama ascendente del
maxilar inferior y el musculo masetero; hacia abajo se apoya en el mdsculo
esternocleidomastoideo y cubre el vientre posterior del digastrico. La glandula se encuentra
separada de ta submaxilar por el ligamento estilomaxilar. La porcion profunda de la glandula
pardtida se extiende por detras y por dentro de la rama ascendente del maxilar inferior lo que
se conoce como extension retromandibuiar; es justamente esta porcién de ta glandula la que

presenta una estrecha relacién con el espacio parafaringeo, 242329

Porcién supericial %
de la glandula pardtida

Glandula parétidg?,
accesona

RV

Fig. 4 Sobotta

El nervio facial sale del craneo por el agujero estilomastoideo y pasa por delante y
por fuera de ia apofisis estiloies. Luego el nervio penetra en fa glandula parétida y se divide
en dos ramas principales la cervicofacial y la temporofacial.

Después la rama temporofacial se divide a su vez en las ramas temporal y
cigomatica, mientras que del tronco cervicofacial se desprenden las ramas cervical, marginal
maxitar y bucai que pasan en la parte anterior por debajo del conducto parotideo. El pasaje
del nervio facial a través del parénquima parotideo divide la glanduia en dos Ibulos uno
superficial y otro profundo que es la parte de la glandula que esta por dentro del nervio
facial. El I6bulo profundo se relaciona intimamente con ios pares craneales IX, X, XL XNy
con la division de la arteria carétida externa en arterias temporal superficial y maxilar

interna. @'

El conducto de la glandula parétida mide 6 cm de largo, se origina en la parte

anterior de la glandula, cruza el masculo masetero, se flexiona sobre el borde anterior y
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atraviesa el musculo buccinador. Después, recorre una corta distancia en el tejido
submucoso de la boca y penetra finalmente en la cavidad bucal a través de una pequena
papila frente a la corona del segundo molar superior, ¥

Las glandulas sublingual y submaxilar son mixtas puesto que contienen elementos
glandulares tanto serosos como mucosos. La glandula pardtida contiene casi Gnicamente
acinos serosos. Durante el reposo la glandula submaxilar produce alrededor de un tercio del
volumen total de saliva.

Las glandulas salivales menores estan distribuidas en diferentes localizaciones
de! tracto aerodigestivo.‘z)

Fig. 6 Sobotta

_ Fig.5 Sobotta

La reaccion salival a la estimulacién depende de los reflejos nerviosos transmitidos
por el sistermna nervioso parasimpatico. La inervacién parasimpatica de la glandula parétida
comienza en el nicleo salival inferior, de ahi las fibras salen del cerebro incorporandose al
nervio glosofaringeo y atraviesan el oido medio, cruzando el promonterio en el nervio de
Jacobson. En el plexo timpanico, las fibras penetran en el nervio petroso superficiai menor y
legan al ganglio otico. Las fibras posganglinares del ganglio 6tico alcanzan la glandula
parétida a traves de la rama auricular temporal del quinto par craneal. La intervencion
parasimpatica de la glandula submaxilar nace en el nlcleo salival superior, de ahi las fibras
penetran en el nervio intermediario (nervio Wrisberg) y siguen el nervio facial hasta su
porcidn vertical en el proceso mastoideo. A este nivel las fibras abandonan el séptimo par

craneal en la cuenca del timpano, atraviesan el oido medio y se unen al nervio lingual. Las
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fibras siguen el nervio lingual hasta un ganglio pequefio estrechamente unido a la glandula
submaxilar. ¢

Las fibras posganglionares dejan al ganglio submaxilar para pasar al parénquima
glandular. Como la seccién de la cuerda del timpano y del nervio de Jacobson no siempre
disminuye la secrecion salival, deben existir ofras vias de inervacién parasimpética de estas
glandulas. Se piensa que estas vias podrian formar parte de los nervios hipoglosos y
glosofaringeo. La inervacion simpatica de las glandulas salivales mayores se inicia en el
ganglio cervical superior por medio del plexo arterial. La estimulacién simpatica de las
glandulas salivales mayores produce un aumento en la secrecion salival seguida de una
disminucion compensatoria. Debido a que en el parénquima glandular no hay elementos
musculares, se considera que este incremento en el flujo salival podria deberse a la
contraccion de las células micepiteiliales, o en cesta, células relacionadas con los conducios
estriados.®

El desarrolio embrionario de todas las glandulas salivales es basicamente similar. El
esbozo glandular se origina en un primordio ectodérmico que surge de la cubierta del
estomodeo o cavidad bucal primitiva. E! primordio prolifera en la profundidad del
mesénquima subyacente y presenta una lamina basal que o delimita en la interfase del
ectodermo y el mesénguima. A medida que crece el primordio, se produce una serie de
Interacciones entre el epitelioc y mesénquima que permiten el progreso del mismo en dos
pasos fundamentaies, citodiferenciacion y morfodiferenciacion. Al mismo tiempo se
desarrolla el primordio del conducto principal entre la superficie y el término dei primordio

glandutar.%®

+ Alrededor del quinto mes del desarrollo se establece la estructura lobular
caracteristica de las gléndulas y a medida que contintia la ramificaciéon morfogenética, los
elementos tubulares terminales se diferencian hacia la informacion de células acinicas. En
forma coincidente con la formacién de granulos acinicos, se encuentran elementos celulares
planos, que al parecer son células mioepiteliales, que se forman entre las células acinicas y
la lamina basal circundante y tienen forma de cintas mioepiteliales carecen de los
miofilamentos caracteristicos y con frecuencia son claras al examen éptico. El origen de
estas celulas no es preciso, aunque muchos investigadores sugieren que se originan a partir

de las células tubulares terminales.®®
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De las células tubulares terminales se originan los conductos intralobulares estriados

y los intercalados, asi como los acinos y las células mioepiteliales. Los conductos

infrafobulares e interlobulares del sistema excretorio surgen a partir de células progenitoras
remanentes %
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CARACTERISTICAS CLINICAS.

La presentacion clinica del Sialoadenoma Papiliferum es Unica entre las neoplasias
de las glandulas salivales. Casi todas las neoplasias de las glandulas salivales, (malignas y
benignas) ubicadas en las glandulas mayores o menores, se manifiesta como una elevacion
con una inflamacion de los nédulos y estas se encuentran cubiertas por una dermis o
mucosa intacta blanda. Por otra parte, esta da lesidn es excfitica, de superficie papilar. La
impresion clinica en muchos casos es un papiloma escamoso de la mucosa. El analisis de
los datos combinados del registro de la AFIP y de la literatura, revela que solo cuatro
neoplasias han involucrado las glandulas salivales mayores, incluyendo tres lesiones en la
glanduta parétida, y una en la glandula sublingual.”'®

Los pacientes del sexo masculing, sobrepasan a los del sexo femenino en un 1.5 a
1.0% no existiendo predileccion racial. Aungque las edades de los pacientes variande los 2 &
los 87 afios, solo uno, el paciente reportado por Masi, tenia menos de 20 (2 afios de edad)
el 88% de los gue padecen esta lesidn, han sidoc mayores de 50 afios, siendo la edad
promedio 58. Muchas de estas neoplasias se han descubierto durante examenes bucales
rutinarios o de manera incidental sin que el paciente se haya dado cuenta de la presencia de

las jesiones.!™

Estos tumores son asintomaticos y si los pacientes lo llegan a notar, normalmente lo
detectan como crecimientos en la mucosa, que llegan a sentir con la lengua®® El tumor
inicial reportado por Abrams y Finck era un tumor de la glandula parétida. Todas las otras
neoplasias han involucrado glandulas salivales menores de ta mucosa bucal o faringeal, y
casi el 65% de estos han ocurrido en el paladar duro posterior o el paladar blando.®

FUSL
Fig & Vista clinica del sialadenoma papiliferum del pilar de |a fauces del lado izg,

10
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Tabla 1: CASOS REPORTADOS DE SIALADENOMA PAPILIFERUM

NOMBRE ARNO EDAD SEXO LOCALIZACION

Abrams y Finck. 1969 71 M Glandula Parétida.

Abrams y Finck. 1669 57 M Paladar Duro,

Crocer. 1972 71 M Mucosa Bucal.

Jensen y Reingold. 1973 48 M Paladar Duro.

Whittaker y Tumer. 1976 B85 M Unién del paladar duro y
blando.

Whittaker y Tumer. 1976 50 M Unién del paladar duro y
blando.

Drummond. 1978 71 M Piso de la boca.

Freedman y Lumerman. 1978 88 M Paladar Duro.

Freedman y Lumerman. 1978 B8 M Paladar Duro.

Solomon. 1978 62 M Paladar Blando.

WMcCoy y Eckert. 1980 77 F Mucosa Bucal.

Nasu. 1981 61 M Paladar Duro.

Wertheimer. 1983 43 M Paladar Blando.

Wertheimer. 1983 32 F Paladar Duro.

Grushka. 1984 35 F Glandula Parétida.

Puts. 1984 71 M Paladar Duro.

Shirasuna. 1984 56 M Paladar Duro.

Rennie 1984 78 F Unién del paladar duro y
blando.

Bass y Cosentine. 1985 76 F Fauces.

Regezi. 1985 63 M Paladar Duro.

Regezi. 1985 79 F Paladar Duro.

Fantasia. 1986 87 F Paladar Duro.

Fantasia. 1986 77 M Mucosa Bucal.

Fantasia. 1986 48 F Paladar Duro.

Fantasia. 1086 45 M Paladar Duro.

Fantasia. 1086 60 F Mucosa del labio Sup.

Mitre, 1986 42 F Union del paladar duro y
blando

Papanicolau y T. 1987 46 M Paladar Duro.

Estudios Presentes. 1991 46 M Unién del paladar duro y

blando.

11
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La unién del paladar blando y duro es el lugar comin de presentacion, situado en un
lado de la linea media. Con menos frecuencia involucra lugares que incluyen la mucosa
bucal y el trigono retromolar. Las lesiones ocasionalmente han ocurrido en la encia, en el

pilar de la Fauce, en labio superior y en la mucosa faringea.“s)

Al igual que el papiloma escamosc, el Sialoadenoma Papiliferum es una lesién
pequefia; atn cuando algunas neoplasias bucales han llegado a los 2.5 cm. de diametro,
muchos de ellos miden menos de un centimetro."'® Contrario a lo que dicen casi todos los
reportes subsecuentes a la neoplasia inicial parotidea reportade por Abrams y Finck, media
7.5 cm.®®
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CARACTERISTICAS HISTOPATOLOGICAS

A la examinacion macroscaopica, se observa en ef tejide una lesion bien circunscrita
de redonda a ovalada, sobre la superficie de la mucosa, la lesion se puede ampliar en la
base o ser pedunculada, la superficie de la neoplasia aparece de manera tosca, verrugosa,
guijarrosa o tipicamente papilar, y con frecuencia es de color rojo; se observan superficies
parecidas a la coliflor y nédulos circunscritos de tejido tumoral, que se extienden bajo el
nivel de la mucosa, fambien se pueden observar con frecuencia pequefios espacios
quisticos, en base a un examen agudo.*®

Microscopicamente, estas neoplasias presentan una proliferacion exofitica y
endofitica del epitelio ductal. La superficie mucosa de la lesién, muy similar al papiloma
tipico, esta formado por muchas proyecciones papilares y dobleces del epitelio que se
apoyan en capas fibrovasculares, que se extienden sobre el nivel de la mucosa adyacente.
La superficie de estas proyecciones epiteliales est4 cubierta por un epitelio estratificado

escamoso, paraqueratinizado y acantotico.®

ey I . T
a:”'\.,‘,". u;‘é&{%‘h'}'{% . 'ﬁ;}.“\:-“
RrS N ) ]

Fig 9 Vista de la lesién en el microscopio de luz con un campé de alto poder mostrando un epitelio

pseudoestratificado columnar delgado rodeando a un estroma de tipo glandular.

Fig. 10 En uno de los tumores se observaron celulas epiteliales con diferenciaci{on escamosa ocupando y
chhterando parcialmente |a luz de dos largas estructuras parecidadas a conductos. Solo una pequefa parie de
estas estructuras estaban rodeadas por un epitelio columnar.
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En la union con la mucosa normal, el epitelio escamoso estratificado puede tener
una apariencia seudoepiteliomatosa, con redes salientes que se introducen en la idmina
Propia. La superficie normal de la mucosa del epitelio, puede formar parte de un tallo de
tumores pedunculados, o puede formar un labio o borde cilindrico con mas tumores amplios
en su base. Las capas fibrovasculares de las proyecciones papilares, tienen un infiltrado
celular inflamatorio mixto de linfocitos, células plasmaticas y neutrofilos, que van de leve a
severo, Se puede abservar también algunas exocitosis y microabceesos intraepiteliales.®®

Bajo la formacion de la superficie papilar, el epitelio escamoso estratificado, surge en
el epitelio ductal. Las lineas del epitelio ductal se observaron en forma de ramas tortuosas,
con frecuencia tienen apariencia de ductos luminares y estan contiguos a las aberturas de la
superficie epitelial escamosa estratificada. Las estructuras ductates, con frecuencia estan
dilatadas y la cubierta de! epitelic puede formar proyecciones papilares adicionales dentro de
fa luz. Tipicamente, en la base de la lesién, una proliferacién de pequefios ductos se
desarrolla, algunos de los cuales se pueden observar ampliados formando quistes. No se
encuentra capsula alrededor de la proliferacidn de estas estructuras ductales. Esta
caracteristica, podria causar preocupacion a quien no este famitiarizado con este tumor
debido a que crea una apariencia de células ductales, infiltrando la lamina propia vy la
submucosa."?

El epitelio ductal que forma los ductos, quistes y dobleces papilares normalmente se
componen de unza capa doble de células. Las células luminales son células altas

columnares, y las células basales son céiulas cuboidales mas pequefias. El citoplasma de

LTS

Fig. 11 A una resoluaon mayor tas estructuras parecudas a conductos aparecen cubiertas por un epnteho de celulas
cubicas o columnares fas cuales incluso cubren la superficie de las delgadas frondas papilares, Algunas de las
estructuras tubulares estan en intimo centacto con el epitelio escamoso supericial.
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Fig. 12 Lesion vista al microscopic de luz a baja resolucién mostrandc proyecciones papilares y un angosto tallo de
tefido conectivo de la base.

estas células, es prominentemente eosinofilico, y parecen células ductales excretoras
estriadas e interlobulares. Las células de las proliferaciones glandulares en la base del
tumor, con frecuencia tienen una apariencia eosinofilica y oncocitica profunda. Células
mucosas esparcidas, pueden ser vistas entre los ductos o las células epiteliales
estratificadas o escamosas en algunos tumores, y puden distinguirse con tincion mucicarmin
o acido periodico de Schif®®

Observaciones ultraestructurales hechas por Fantasia® a células en las puntas de
las proyecciones papilares, mostraron aglomeraciones y adhesiones de tonofilamentos en
celulas poligonales, que son similares a las células caracteristicas del epitelio tipico
escamoso. Las células ductales contenian numerosas mitocondrias, nlcleos en el medio
apico de la celula, complejas uniones cerca de la superficie luminal y adhesiones
desmosomales; despliegues ocasionales de membranas citoplasmaticas suaves se
observaron. Las células basales estaban separadas del tejide conjuntive, por una lamina

basal bien definida."¥

,_.
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Fig. 13 Vista Panoramica de un pequefio sialadenoma papiliferum. El area exofitica de la neoplasia esta
compuesta por largas islas de células escamosas epiteliales, cuando son continuas con una coleccion de ductos y
’ estructuras, localizadas en la base del tumor.(H/E, X100).

INMUNOHISTOQUIMICA

Las células columnares del conducto del sialoadenoma papiliferum demostraron
reactividad homogenea para la citoqueratina 19 lo anterior fué mas fuerte en el polo apical
de las células columnares del conducto. Las células columnares también demostraron
inmunoreactividad a la proteina nuclear S100 y a la citoplasmica, especialmente en
estructura de tipo pequeﬁo.(zn

Las tinciones inmunohistoquimicas revelaron dos distintos subtipos de células
localizadas basalmente en las estructuras tipo conducto. Uno de estos subtipos estaba
compuesto de células de forma triangular v de uso las cuales demostraron fuerte
inmunoreactividad a la citogueratina 14 junto con actina de musculo suave, proteina S100 y

vimentina.

La Proteina acido glial fibrilar (GFAP) tifio a una subpoblacién celular, la cual esta

distribuida al azar en la periferia de las estructuras tipo quisticas. La citoqueratina 13 y 14

fueron detectadas en el segundo subtipo de células epiteliales de forma triangular
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localizadas basalmente pero estas células no fueron reactivas con la actina de misculo liso,
vimentina, proteina $100 y anticuerpos.'®

Los anticuerpos de la antiproteina $100 también revelaron otro componente celular
el cual no fue identificado con las preparaciones de Hematoxilina y Eosina estas células que
mostraron positividad CDIA en secciones consecutivas estaban enlongadas y poseian
procesos dendriticos largos que parecian cruzar las estructuras tipo conducto
transversalmente de su base hacia la ofra estructura. Algunos procesos dendriticos
parecian alcanzar el estroma fibroso. El nlimero de este tipo de células era mayor en las

areas con mayor superficie.?
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DIAGNOSTICO DIFERENCIAL

Las caracteristicas clinicas y microscéopicas de! Sialoadenoma Papiliferum, tienen
similitudes muy marcadas con el papiloma escamoso. Ademas, clinicamente se pueden
considerar un disqueratoma y un carcinoma verrugoso, en un diagnéstico diferencial. Sin
embargo, las proliferaciones ductales y glandulares vistas de manera microscopica en el
Sialoadenoma Papiliferum lo segregan de manera inmediata en las lesiones exofiticas y

papilares. ™

Las celulas mucosas, las estructuras escamosas, ductales, quisticas y la carencia
del encapsulamiento, son caracteristicas asociadas con el Sialoadenoma Papiliferum y el
carcinoma mucoepidermoide. Ademas la formacion del epitelio escamoso estratificado como
capas sobre las frondas papilares del Sialoadenoma Papiliferum es considerablemente
diferente a la mezcla de células epidermoides, mucosas y ductales gue se ven en el

carcinoma mucoepidermoide.®”

En caso de haber una marcada hiperplasia seudoepiteliomatosa de la superficie la
stalometaplasia necrotizante puede tener una semejanza microscopica al Sialoadenoma

Papiliferum.

La sialometaplasia necrotizante carece de la arborizacién y de la proliferacién de
ductes papilares y de las frondas exofiticas cubiertas por el epitelio ductal y escamoso. El
Sialoadenoma Papiliferum carece de los lébulos necrotizantes de las glandulas salivales
que son caracteristicas de la sealometaplasia necrotizante.®

Aun cuando el papiloma intraductal y el papiloma invertido ductal, comparten

algunas caracteristicas con el Sialoadenoma Papiliferum, ninguno de eilos muestra el
crecimiento exofitico del siringocistadenoma papiliferum.®
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PRONOSTICO Y TRATAMIENTO

El prondstico es bueno, alin para una neoplasia benigna. Solamente se sabe de la
recurrencia de un Sialoadenoma Papiliferum. En una neoplasia del paladar reportado por
Rennie, se presenio tres afos después de una excision local y fue tratado por medio de otra
excision. Estas neoplasias son tipicamente peguefias y facilmente extirpables; atn cuando
una necplasia de la glandula salival no se puede detectar tan facil de manera clinica y la
neoplasia se remueve como un papiloma escamoso, la recurrencia no es un problema. Una
vez mas mencionaremos e caso reporiado por Solomon  como un Sialoadenoma

Papiliferum posiblemente maligno, pero se piensa que esta interpretacion es incorrecta.”"”
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SIRINGOCISTADENOMA PAPILIFERUM.

El Siringocistadenoma Papiliferum se presenta més cominmente en el cuero
cabeliudo o en cara. Sin embargo, en casi uno de cuatro casos, se ha visto en otros lugares
(Helwing y Hackney).""”

Normalmente se nota primero al nacer 0 en Ia infancia y consiste de una o varias
papulas formadas de manera lineal. (Rostan y Waller), o en una placa solitaria. La lesion se
incrementa en tamaric durante la pubertad, convirtiéndose en Papiloma y frecuentemente
incrustada. En ef cuero cabelludo, el Siringocistadenoma Papiliferum con frecuencia se
presenta en la pubertad, dentro del nevus sebaceus que ha estado presente desde el

nacimiento.®

HISTOPATOLOGIA

La epidermis muesfra grados variables de papilomatosis. Una de varias
invaginaciones quisticas se extienden hacia abajo desde la epidermis. La porcién superior
de la invaginacion en algunos casos, largos segmentos de las invaginaciones cisticas, se
alinean con células escamosas queratinizantes similares a las de la superficie epidérmica.
En la porcién bajo de las invaginaciones quisticas, numerosas proyecciones papilares se
extienden dentro de la luz de éstas. Las proyecciones papilares y la porcién inferior de las
invaginaciones se alinean en epitelios glandulares consistentes, normalmente en dos lineas

de células.®®

La hilera luminal de celulas, consiste en células aitas columnares con nicleo, éval y
citoplasma ligeramente eosinofilico, ocasionalmente, algunas de éstas células muestran una
secrecion de decapitacién activa, y los desechos celulares se encuentran en la luz (Lever,
Fusaro, Goltz y Krinitz). La linea exterior de células, esta formada por pequefias células
cuboidales con nucleo redondo y escaso citoplasma. En algunas areas, las células de capa
fluminal estan formadas en capas mdltiples siguiendo un patrén en forma de cinta que resulia

en pequefas y miltiples iiminas tubulares. (Helwig y Hackney)."”
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Bajo las invaginaciones cisticas dentro de la dermis, se puede encontrar muchos
grupos de glandulas tubulares con limina grande. Las célutas alineadas a lo largo de ta
iimina grande, frecuentemente muestran evidencia de secrecion de decapitacion activa, que
sugtere gue son glandulas apocrinas dentro de la demis con las invaginaciones cisticas en

la dermis superior, cuando se flevan a cabo estudios seccicnales. (Lever y Krinitz).#*

Una caracteristica de diagnoéstico importante, es la casi invariable presencia de un
infiltrado celular ligeramente denso, compuesto casi en su totalidad de células plasmaticas

en el estroma de ésta neoplasia, especialmente en las proyecciones papilares.™

Con frecuencia, existen glandulas sebaceas malformadas y estructuras capilares en
las lesiones de Siringocistadenoma Papiliferum (Pinkus). En casi un tercio de los casos, el
Siringicistadenoma Papilferum, esta asociado con nevus sebaceus. En cerca del 10% de
los casos, se desarrolla un epitelio celular basal, pero ésto se nota solamente en las lesiones
que también muestran un nevus sebaceus (Helwing v Hackney). Este descubrimiento se
considera como degeneracién no maligna, sino meramente como una disminucidon en
diferenciacion.  Se han reportado muy pocos casos de transicion e Siringicistadenoma
Papiliferum en adenocarcinoma con metastasis a nédulos linfaticos regionales (Seco Naved;

Numata).(w)

Histogénesis. No existe unanimidad sobre la direccién de diferenciacién en el
Siringocistadenoma Papiliferum. Unicamente basados en ligeros examenes microscopicos,
muchos autores han concluido que esta lesién es un tumor apocrino, debido a la ocasional
presencia de secrecion de decapitacion en algunas células de la neoplasia (Lever, Fusaro,
Goltz y Krinitz), y la frecuente presencia de glandulas tubulares con una limina larga y
secrecion de decapitacion debajo del tumor. (Lever, Pinkus y Krinitz). La posibilidad ha sido
concedida, de que en algunas lesiones del Siringocistadenoma Papiliferum, en las cuales
no existen glandulas apderinas dentro de la dermis, las estructuras papiliferas, representan
proliferaciones ecrinas (Pinkus).®?
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También se ha sugerido que, de acuerdo con condiciones patoldgicas, una secrecion
aparente de decapitacion en las glandulas dentro de la dermis, no puede ser considerada
como evidencia inequivoca de que la lesion, basicamente de origen apéerino, y el hecho de
que el 90% de todas las lesiones ocurren en superficies corporales donde normalmente las
glandulas apdcrinas no ocurren; favoreceria la teoria de un origen ecrino (Helwing y
Hackney). Sin embargo, el gltimo argumento no es valido, si se asume que; mas que nacer
de estructuras maduras se origina de células pluripotenciales, con el potencial para
desarrollarse como estructuras de gérmenes epiteliales primarios. También se puede
sefialar, que el hidrocistoma apocrino generalmente nace en la cara, una area en fa que las

glandulas apoécrinas normalmente no se encuentran.

Hasta hoy solamente tres estudios en microscopio electronico han sido publicados
sobre el Siringocistadenoma Papiliferum, con resultados contradictorios. Un tumor, resulté
ser ecrino en su diferenciacion (Hashimoto). Aln cuando formados por grandes estructuras
ductales, mostré dos tipos de células secretoras, claras y cobscuras, como las células
secretoras de [as glandulas ecrinas. Los granulos secretores en las células secretoras
obscuras, en contraste con los granulos secretores apdcrinos, eran pequefios y no se
fundieron. Ninguna de las células cuboidales mostrd miofilamentos. £l segundo tumor, sin
embargo, mostrd diferenciacién en los ductos de las glandulas sudoriferas apocrinas
intrafolicular e intradermal (Nisuma). El tercer caso que fue asociado con un adenoma
tubular apdcerino, mostré secrecidon apécrina en la  porcidon  considerada como

Siringocistadenoma Papiliferum (Toribio)."""

Los estudios histoquimicos también han mostrado poco valor para el diagnostico.
En varios ejemplos, las células nominales alineadas, han dado una reaccién Turnbull azul
positiva de hierro que sugiere glandulas apocrinas (Pinkus). La presencia de grandes
cantidades de material, pas-positivo resistentes a la distasa a través de todas las células
uminales y de material azul positive de tipo alcian, en su porcion apical, favorece la
diferenciacion apécrina (Fusaro y Goltz). Solamente dos estudios preliminares histoquimicos
de enzimas han sido publicades (Hashimoto y Lever; Landry y Winkelman). En ] primero, la
presencia de actividad deshidrogenizante de fosforilasa Succinico, sugeria una

diferenciacion apoécrina. Asi mismo, la inmuncreactividad en e! fluido de actividad de

| o]
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proteina cistica (6CDFP-15) en todos los ocho casos asi examinados, apoyada en génesis
apocrina (Mazoujian y Margolis).®??

En conclusidn, la opinién expresada por Pinkus, probablemente es correcta; atn
cuando muchas lesiones de Siringocistadenoma Papiliferum son apécrinas en su
diferenciacion, y aigunas son ecrinas. La diferenciacion en cualquiera de los casos, puede

ser predominante, ductal o secretoria.™

La apocrina vy la ecrina, se han observado, basadas en estudios al microscépico de
fuz y etectronico. La combinacién de grupos papilares de células epiteliales benignas, en el
fondo de las células inflamadas es caracteristico del tumor, En este caso, ademas de las
células plasmaticas, se observaron numercsos neutrdfilos, tal vez debido a la infeccion
secundaria. La metastasis de los carcinomas papilares en otras partes del cuerpo son parte
del diagnostico diferencial citologico. En los tumores metastaticos, se pueden notar
caracteristicas citologicas de malignidad que no se ven en el Siringocistadenoma
Papiliferum, asi mismo, algunos carcinomas metastaticos, pueden ser positivos para el
glicogeno como se demostré con la tincién de Schiff, de acido periddico que esta ausente de
las células de Siringocistadenoma Papiliferum. Ademas, este tumor generalmente va

acompanado por un infiltrado denso plasmocitario, caracteristica que no se observé en los
depositos metastaticos.®

Al revisar la literatura, Jenseny Reingold, identificaron dos lesiones reportadas
antes de 1969, que originalmente fueron diagnosticadas como: Papilomas Intraductales,
las cuales se pensé se parecian superficiaimente a Sialoadenoma Papiliferum. El primer
caso descrito en 1954 por castigliano y Gold en un varén de 54 afios, que tenia

una lesién reventada en el paladar.”'®

El otro fue reportado por Vellios y Davison en 1955, en este caso el Crecimiento se
describié como una inflamacion pequefia del nédulo submucose, que involucraba
el orificio de un ducto glandular salivario en la mucosa bucal. Alnm  cuando
algunas de las caracteristicas de estos casos se parecian a aguellas vistas en el
Sialoadenoma Papiliferum, debido a su falta de desarrollo  exofitico y a su diferente
apariencia  histopatologica, estamos de acuerdo con Jensen y Reingold, que no
deberian ser consideradas como representativas de este tumor. El caso reportado por
Crocker y en 1972, muestra una lesion poliposa que no parece estar asociada

con ningan Iébulo  salival glandularic o estar en proximidad con los ductos salivales

S8
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extralobulares. La apariencia de esta lesién, difiere fundamentalmente de la del
Sialoadenoma Papiliferum y en nuestra opinién, parece inaceptable para ser incluida en
esta breve serie de casos. Las caracteristicas clinicas de lo que consideramos, son los
cinco casos aceptables de Sialoadenoma Papiliferum que pueden verse en i3 tabla 1.
En esta tabla, sepueden ver que cuatro de los cinco casos reportados ocurrieron
enel paladar. La razéon de la predileccion del paladar por este tumor, no es
ctara,"?

Parece probable que los factores efiologicos pobremente definidos, que
condujeron a la mayoria de los fumores glandulares salivales intraorales que

ocurrieron en el paladar se efectian aqui.™

SEXO EDAD UBICACION
ABRAMS Y FINCK M 71 Glandula parétida derecha
Seguimiento sin recurrencia después de 18 meses
M 57 Unién en el paladar duro

con el spave
Seguimiento sin recurrencia después de 19 meses

JENSEN Y REINGOLD M 48 Patadar duro
Seguimiento: no especificado
FREEDMAN Y LUMERMAN M 68 Paladar duro
Seguimiento: sin recurrencia después de 23 meses

M 68 Paladar duro

Seguimiento: Sin recurrencia después de 21 meses

(4)

El Siringocistadenoma Papiliferum de la piel se ve con més frecuencia, en el cuero
cabeliudo y a cara, en la pubertad. Ei tumor se asocia con la existencia de un nevo sebaseo
en casi un tercic de los casos pero también puede brotar en el fronco de la cadera, durante
la adolescencia, © en la edad adulia sin que se le asocie con una lesidén preexistente.
Helwing y Hanckney, reportan que una célula epitelial basal, se desarolla en

aproximadamente el 10% de las lesiones.t'>
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El nimero limitado de casos de Sialoadenoma Papiliferum, no nos permite sacar
ninguna conclusion definitiva en cuanto a la naturaieza de esta lesion. Todo lo que se puede
decir es que en ninguno de los tumores reportados se ha notado la asociacion con ninguna
lesion preexistente. También se puede decir que hasta ahora ningun otro tumor se ha

presentado en el sitio o dentro del Sialoadenoma Papitiferum.®

La célula de origen de este tumor, asi como la Siringocistadenoma Papiliferum
analogos de la piel, seglin Abrams y Finck, son de la célula pluripotencial mioepitelial. Si uno
trata de reaccionar la histogénesis de esta lesidn con la teoria semipluripotencial bicelular del
origende los tumores de glandulas salivales de Eversole, es necesario considerar el tipo de
celulas que contiene el tumor y la ubicacion de el mismo relacicnado con las glandulas
salivales. Dado que la Sialoadenoma Papiliferum, se ubica dentro de la glandula salivaria y
contiene numerosos tipos de células, incluyendo células escamosas; parece que de acuerdo
a la teoria de Eversole, las celula de origen deberia ser una célula de reserva del conducto

excretorio.'?

Aungue los seguimienfos en todos estos casos son breves, parece que la apariencia
histologica bien circunscrita y la falta de recurrencia de estos tumores, hasta la fecha, indica
que el excision quirdrgica es curativa. A la fecha, no ha habido ejemplos publicados de una

contraparte maligna del Sialoadenoma Papiliferum.®
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REPORTE DE UN CASO:

Una mujer obesa de 70 afios de edad, fue vista en la clinica de cirugia bucal para
que le extrajeran dientes remanentes, ella no reportd ninguna otra enfermedad bucal La
historia médica indica que ella estuvo en tratamiento por falla de corazon, de congestion
cardiaca, arterioesclerosis, hipertension, diabetes mellitus, problemas medicos clinicos que
incluyen cirrosis y anemia media. Las medicaciones incluyen Turbotamida, Niyoxin,
Furezimide. Ella era una fumadora crénica y consumia de 3 a 5 copas al dia durarte los

Gltimos 35 afios.!?

La examinacion clinica mostrd caries multipies no restaurables clase i1, movilidad I,
y en muchos de los dientes remanentes encontrd gingivitis marginal, y una lesién roja
pedunculada, exofitica de aproximadamente de 1cm x 1em. En el pilar izquierdo de la
fauce.®

Radiografias periapicales revelaron una extensa pérdida de hueso horizontal y no
fue encontrada ninguna otra patologia en la radiografia panoramica. La temperatura era de
37C, la presidn sanguinea era de 160/70, pulsaciones de 68 por minuto y su respiracion de
22 por minuto, estatura de 1.67 y peso de 90 kilos. Se realizd una biopsia excisional
utilizando anestesia local y ef espécimen fue remitido para evatuaciones histologicas. ™

HALLAZGOS HISTOLOGICOS.

Descripcion macroscopica: El espécimen era de 1x1x1.6 c¢m de tejido rojizo con
proyecciones papilares.®

Descripcion microscopica: Las secciones histolégicas mostraban una neoplasia
epitelial proliferativa con fragmentacion. La lesion es exofitica pero no parece surgir de la
superficie del epitelio escamoso estratificado. El epitelio de la lesién era delgado
pseudoestratificado de tipo columnar con un borde tipo cepillo, y células claras en un patrén

papilifero airededor dei deigado tejido conectivo.®
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Aunque muchas areas de tejido subepitelial conectivo mostraba una cifologia atipica
no se observaba una invasion y disrupcion de la base de la membrana al digndstico fue de
sialoadenoma papiliferum superior. Durante los dias inmediatos al periodo postoperatorio
reveld un sitio quirdrgico bien cicatrizado sin evidencia ni recurrencia, una informacion

subsecuente nos fue imposible porque el paciente murio por otra causa.®
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DISCUSION

La especulacion sobre la histogénesis del Sialoadenoma Papiliferum, ha sido
variada; Abrams y Finck dijeron que las células pluripotenciales miocepiteliales eran el origen
de estas neoplasias. En la teoria de células semipluripotenciales de Inking Eversole,
Batsakis, Freedman, Lumerman, Macoy, Eckert y Mitre, sugirieron que las células de
reserva del conducto excretor el ducto deben ser el origen, debido a su ubicacién
extraglandular. Basados en el estudio de microscopia electronica, Shirasuna concluyo que
estas neoplasias se originaron de las células de los conductos intercalades, debido a que
las caracteristicas estructurales que éllos describieron eran tipicas de las celulas de los
conductos intercalados. Fantasia, quien también realizé un estudio estructural, no estuvo de
acuerdo con Shirasuna sugiriendo un origen ductal extralobular. En nuestra opinion, la
ubicacién, configuracidn y caracteristicas citolégicas de estas neoplasias, sugieren de
manera firme un origen del ducto excretor de las gidndulas salivales./'®

Con el reciente descubrimiento de una técnica de defeccidn sensitiva y sofisticada,
muchos papilomas escamosos de la mucosa, se han asociade con una infeccién de tipo
papilomavirus. La configuracion similar del Sialoadenoma Papiliferum, también lo sugiere,
pero podria ser asociado con ¢l papilomavirus; sin embarge, a nuestro conocimiento no se

han hecho estudios tales como: hibridizacion. “in situ” en fas lesiones.™”

El Sialoadenoma Papiliferum es una lesién exofitica papilar, de origen de glandulas
salivales. El analisis de los datos clinicos de los veintiocho pacientes y el del ofro antes
descritos, revela un rango de edad promedio, entre 32 y 87 afos, con un promedioc de 62
anos. 65% de los pacientes, fueron hombres. El paladar es la ubicacion mas comon, con 21
de 29 casos. Solamente existen dos reportes en que se involucra de manera importante las

glandulas salivales.®"

Las neoplasias estan bien circunscritas, y son de lento crecimiento y frecuentemente
asintomaticas. Histologicamente la lesion tiene dos componentes diferentes: el epitelio
escamoso superficial, que conjuga la parie exofitica papilomatosa de la lesion, v las
estructuras tortuosas en forma de ductos ampliamente dilatadas con la tipica doble capa
pueden estar presentes, la metaplasia escamosa y la oncocitica. El diagnostico diferencial

del Sialoadenoma Papiliferum, puede inclurr oncocitoma, cistadenoma papilar linfomatosa,
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papiloma invertido papiloma intraductal y cistadenoma papilar tipe hiperplasia. El examen de

microscopia electronica ayuda en el diagnéstico histologico correcto.'

La naturaleza exacta del Sialoadenoma Papiliferum, no ha sido totalmente aclarada.
Se han considerads, un origen hiperplasico y otro neoplasico. El epiteiio ductal de doble
capa, la proliferacién ductal hacia adentro y las diferencias histologicas entre las células

tumorales y las células ductaies hiperpldsicas, estan a favor de un origen neoplastico. %

Descubrimientos con microcopia electronica, sugieren que la neoplasia podria tener
su origen en las ceélulas de origen intercalado. Sin embargo, un reciente reporie de
Nakahata, ha mostrado {a coexpresion de diferentes tipos de filamentos de tamafio
intermedic en la Sialoadenoma Papiliferum. Sus descubrimientos sugieren una célula
primitiva, precursora del aparato ductal, capaz de diferenciacién multidirecional como
resultado de los diferentes componentes det Sialoadenoma Papiliferum. ™

El curse clinico y el seguimiento de los casos reportades, apuntan hacia una
naturaleza benigna de estas neoplasias. Aparentemente la recurrencia local es excepcional.
Solo un caso de Sialoadenoma Papiliferum posiblemente “maligno”, se ha reportado. La
excisidon conservadora local parece el tratamiento a elegir, pero se requiere de un
seguimiento regular a intervalos, "

De acuerdo a la recopilacion de datos de los estudios realizados sobre el
Sialoadenoma Papiliferum; desde 1954 a la fecha en los que se hasa esta tesis se hacen
destacar las siguientes conclusiones: &l Sialoadenoma Papiliferum es una neoplasia
benigna rara que se da en las glandulas salivales, por lo general se recurre a una excision
del tejido para extirparla, sin recurrencia en un 98%de los casos y su pronostico es bueno.
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GLOSARIO

ADENOMA - Tumor epitelial benigne generalmente, de estruciura semejante a
una glandula

AMILASA - Enzima que hidroliza los enlaces glucosidicos presentes en los
polisacaridos

como el almidon o el glucogeno.

CALCULO.- Concrecidén anormal que se forma en el cuerpo especialmente en
el seno de liquidos contenidos en conductos y reservorios tapizados por una
mucosa compuesta de sales minerales.

CELULA.- Elemento fundamental de los tejidos organizados o elemento mas
simple libre, dotado de vida propiz, compuestc de una masa protoplasmaética
circunscrita que contiene un nlcleo.

BESMOSQOMA.-Engrosamiento en el centro de un puente intercelular.
DISQUERATOSIS .- Alteracion de la queratinizacion de las células epidérmicas.
EPITELIAL.- Capa celular que cubre todas las superficies externas ¢ internas
del cuerpo y se caracteriza principalmente por estar formada de células de
forma y disposicién variables, sin sustancia intercelular ni vasos.
GLANDULA.-Organo cuya funcién es fabricar productos especiales a expensas
de los materiales de la sangre.

HIPERPLASIA.- Multiplicacién anommail de los elementos de los tejidos.
HIPERTOFIA .- Desarrollo exagerado de los elementos anatomicos de una
parte u organo sin alteracion de su estructura, que da por resultado el aumento
de peso y volumen del 6rgano,

MICROGRAF!IA.- Descripcidn de objetos microscopicos.

MUCOSA. .- Tejido mucoso que cubre alguna parte del cuerpo.
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NEQPLASIA.- Neoformacion o crecimiento de nuevo tejido, en el que la
multiplicacion de las células no esta controlada por los sistemas.

NODULQ.- Pequeiia eminencia o vegetacion, nudosidad.

PAPILAR .- Elevacion pequefia conica de la piel y mucosas principalmente, o de
otra parte,

PARPILOMA.- Hiperiofia de las papilas, de origen inflamatorio, con
neoformacion de fejido conjuntivo.

PEDUNCULADA. - Lesion de base ancha

TEJIDO CONECTIVO.- Tejido de sostén, derivado del mesoblasto, formado de
fibras conjuntivas y elasticas vy células o fibroblastos, que comprende el tejido

conjuntivo proptamente dicho con sus dos variedades laxo y denso.
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