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RESUMEN

Los tumores de glandulas salivales representan el 3%-10% de las neoplasias de
cabeza y cuello. La localizacion mds comiin es en la gldndula pardtida, representando el
50%-85% de los casos, siendo 20%-30% de ellos malignos. Los siguientes son
indicadores de malignidad: Crecimiento acelerado, masa dolorosa, paralisis facial aso-
ciada y linfoadenopatia. La mayoria de las neoplasias de parétida derivan de un tnico
tipo histoldgico, pero eventualmente puede ocurrir el desarrollo de mds de un tipo en la
misma glandula. Este trabajo presenta un caso de una neoplasia en pardtida con dos
tipos histolégicos diferentes, con una presentacion clinica atipica.

El paciente se presentd inicialmente con otalgia y otorrea, al examen destacaba un tumor
en el canal auditorio externo. El estudio complementario evidencio una neoplasia de parétida
v se realizd reseccion total de la glandula. La biopsia informé un carcinoma adenoideo-quistico
con dreas basaloideas diferenciadas. Se administré radioquimioterapia adyuvante, y el con-
trol imagenoldgico con PET-TC mostrd la ausencia de recurrencias o diseminacion del tumor.

Palabras clave: Cancer pardtida hibrido, tumor hibrido glandula salival.

ABSTRACT

Tumors of the salivary glands represent 33%-10% of head and neck neoplasms. The
most common location is the parotid gland, accounting for 50%-85% of the cases, with
20%-30% of them being malignant. The following are known to be indicative of a malignant
tumor: fast growing, painless mass, associated facial paralysis and lymphadenopathy. Most
parotid neoplasm derive from a single histological type but eventually the development of
more than one type on the same gland can occur. This paper presents a case of a parotid
neoplasm with two different histological tumors, with uncharacteristic clinical presentation.

The patient presented initially with ear pain and oforrhoea, in the clinical examination
highlighted an external auditory canal tumor. The complementary study revealed a parotid
neoplasm and a total resection of the gland was performed. The biopsy revealed an
adenoid-cystic carcinoma with differentiated basaloid areas. Adjuvant radio-chemotherapy
was administered, and the imaging control with PET-CT showed no evidence of recurrence
or dissemination of the tumor.
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INTRODUCCION

Los tumores de glandulas salivales corresponden al
3% a 10% de todos los tumores de cabezay cuello'.
Se ha descrito malignidad en 30% a 40% de ellos? y,
en contraste con la predominancia del carcinoma
escamoso en esta localizacion, en glandulas salivales
se han descrito muchos subtipos histologicos, los
cuales han sido clasificados en alrededor de 40 tipos
por la Organizacion Mundial de la Salud® (ver Tabla
1). Ademas, a diferencia de la asociacion del tabaco y
alcohol a los carcinomas escamosos, la etiologia de
las neoplasias en glandulas salivales es desconocida.
Factores de riesgo aceptados son la exposicion a
radiacion, predisposicion genética, tabaco
(particularmente en tumor de Warthin), virus y
exposicion a quimicos ambientales®.

Estos tumores pueden localizarse tanto en las
gldndulas salivales mayores (par6tida, submandibular

y sublingual) como en las menores (distribuidas en la
submucosa de la boca y via aerodigestiva superior)3®,
sin embargo, la mayoria de estas neoplasias se ubican
en las glandulas salivales mayores y principalmente en
parétida, en la que se encuentra el 50% al 85% de los
tumores de glandulas salivales®”. En dicha glandula,
20% a 30% de los tumores son malignos y, de éstos,
los mas frecuentes son el carcinoma mucoepi-
dermoide, el carcinoma adenoideo quistico y el adeno-
carcinoma>35, Aproximadamente el 40% de ellos son
indolentes y se presentan como aumento de volumen,
sin embargo los indicadores de malignidad mas acep-
tados son su rapido crecimiento, el dolor, el compromi-
so del nervio facial y la presencia de adenopatia
cervical. Las metastasis mds frecuentes son en pul-
mon, seguidas por hueso e higado®. Con respecto a
este punto, particularmente el carcinoma adenoideo-
quistico se asocia a un alto riesgo de metastasis a
distancia.

Tabla 1. Clasificacion histoldgica de la OMS de tumores de glandulas salivales

Tumores epiteliales malignos

Tumores epiteliales benignos

Carcinoma células acinares

Carcinoma mucoepidermoide

Carcinoma adenoideo-quistico
Adenocarcinoma polimorfo de bajo grado
Carcinoma epitelial-mioepitelial
Carcinoma células claras
Adenocarcinoma células basales
Carcinoma sebdceo
Linfoadenocarcinoma sebaceo
Cistoadenocarcinoma
Cistoadenocarcinoma cribiforme de bajo grado
Adenocarcinoma mucinoso

Carcinoma oncocitico

Carcinoma ductos salivales
Adenocarcinoma

Adenoma pleomorfo
Mioepitelioma

Adenoma células basales
Tumor de Warthin
Oncocitoma

Adenoma canalicular
Adenoma sebaceo
Linfoadenoma

Sebaceo

No sebdaceo

Papiloma ductal
Papiloma ductal invertido
Papiloma intraductal
Sialoadenoma papilifero
Cistoadenoma

Carcinoma mioepitelial
Carcinoma ex adenoma pleomorfo
Carcinosarcoma

Tumores tejidos blandos
Hemangioma

Metastasis adenoma pleomorfo
Carcinoma células escamosas
Carcinoma células pequeas
Carcinoma células grandes
Carcinoma linfoepitelial
Sialoblastoma

Tumores hematolinfaticos
Linfoma de Hodgkin

Linfoma difuso de células B grandes
Linfoma extranodal de zona marginal de células B

Adaptado de: Barnes L, Eveson JW, Reichart P, Sidransky D. World Health Organization Classification of Tumors.
Pathology and Genetics of Head and Neck Tumours, IARC Press, Lyon 2005. (3).
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En un estudio realizado por uno de los autores,
se hizo una revision retrospectiva de su experiencia
clinica en tumores de glandulas salivales durante
10 afios. Del total de la muestra analizada, 25
casos correspondieron a tumores malignos. En
ellos, la edad de promedio fue de 52 afios y las
manifestaciones mas frecuentes, el aumento de
volumen y dolor. Elementos como dolor, paralisis
facial e histologia, representaron factores de mal
prondstico. El 80% se localizd en parétida, 16% en
glandula submaxilar, y 4% en glandula salival
menor. En cuanto a la histologia, hubo predominio
de carcinoma mucoepidermoide (28%) y adeno-
carcinoma (16%)'°.

La mayoria de las neoplasias en pardtida son de
un Unico tipo histoldgico pero eventualmente se da
la ocurrencia de mas de un tipo en una misma
glandula, siendo ambos malignos o benignos, o una
combinacion de ellos o, en otros casos, pueden
existir multiples neoplasias malignas en distintas
glandulas*'"'2, Un tipo particular de combinaci6n
histolégica se da en las neoplasias hibridas, en las
cuales dos tipos histoldgicos distintos comparten
una misma drea geografica'.

El objetivo de este trabajo es presentar un caso
clinico en el que se documenta la ocurrencia de
una neoplasia hibrida en una glandula salival ma-
yor con presentacion clinica no caracteristica.

DESCRIPCION DEL CASO CLIiNICO

Paciente de sexo masculino de 34 afios, sin
antecedentes marbidos, presenta cuadro iniciado en

octubre de 2010 caracterizado por otalgia y otorrea
fétida en oido derecho. Se indica tratamiento
antibiético via oral y topico por diez dias, sin
embargo, cinco dias postratamiento reinicia la
misma sintomatologia agregandose aumento de
volumen en conducto auditivo externo (CAE)
derecho, que sangra en forma ocasional, por lo que
consulta en el Servicio de Otorrinolaringologia del
Hospital Clinico de la Universidad de Chile (HCUCH).
Se realiza aseo en forma ambulatoria y se toma
muestra para estudio anatomopatoldgico, que
informa dermatitis crénicay dafio solar actinico. Por
persistencia de sintomatologia y sospecha de
malignidad, se decide la toma de biopsia amplia de
la pared anterior del CAE. Se solicita tomografia axial
computarizada (TC) de oido con contraste, que
informa dos lesiones polipoideas en CAE derecho,
la de mayor tamafio mds externa asociada a discretos
cambios erosivos del conducto 6seo, y se sugiere
estudio dirigido (ver Figura 1).

En noviembre de 2010 se realiza reseccidn del
tumor de CAE y se envia muestra a biopsia, la que
informa adenocarcinoma de CAE derecho, de ori-
gen apocrino.

Se realiza TC de cuello la que muestra lesion
expansiva en espacio parotideo derecho, de borde
parcialmente definido, con leve realce con medio de
contraste, en estrecho contacto con CAE y articula-
cion témporo-mandibular derecha. Mide aprox
2x1,9x2,4 cm, en eje transversal, anteroposterior y
longitudinal, respectivamente. Existe fenémeno de
aspecto erosivo en porcion 6sea del CAE, en estrecho
contacto con masa. No se describen adenopatias y
resto de estructuras sin alteraciones (ver Figura 2).

Figura 1. TAC de oidos con contraste preoperatoria.
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Figura 2. TAC de cuello preoperatoria.

De acuerdo a estudio anatomopatol6gico e
imagenoldgico, se realiza cirugia a finales de noviem-
bre del mismo afio en Hospital Clinico de la Universi-
dad de Chile, correspondiente a una parotidectomia
total derecha y reseccion en bloque del CAE, tanto
6seo como cartilaginoso, ademas de resecar trago y
antitrago. Durante la cirugia se identifica nervio facial
y se respeta. Biopsia rapida intraoperatoria informa
ambos extremos de la muestra (superficial y profun-
do) sin lesién tumoral. Solucion de continuidad a
nivel del CAE se cubre con injerto dermo-epidérmico.
El informe anatomopatoldgico informa carcinoma
parotideo con estirpe pendiente por mayor estudio
inmunohistoquimico, de 2,3x1 ¢cm, con limites quirdr-
gicos libres de lesion, con invasion vascular linfatica y
venosa masiva, sin invasion neural ni compromiso
ganglionar en tres ganglios intraparotideos. Pieza
quirdrgica se muestra en Figura 3.

Paciente evoluciona en posoperatorio inmediato en
buenas condiciones generales, hemodindmicamente

estable, con adecuada apertura bucal y paresia de rama
mandibular facial derecha, siendo dado de alta al quinto
dia posoperatorio, previo retiro de drenaje. En siguien-
tes controles posoperatorios se constata buena evolu-
cion, con curaciones seriadas y uso de terapia
antibigtica. Se rescata biopsia definitiva que informa
carcinoma con dreas de diferenciacion basaloide y
areas adenoideo-quisticas. El estudio inmunohis-
toquimico fue positivo para S-100, actina y C-kit. Se
discute caso en Comité de Cabeza y Cuello del HCUCH,
se etapifica el tumor en estadio IVA (T4a, NO, MO) y se
acuerda completar tratamiento con quimiorradio-
terapia adyuvante. Muestras de anatomia patol6gica de
pieza quirurgica se muestran en Figura 4.

Entre enero y febrero de 2011 se realiza radiotera-
pia de lecho tumoral con irradiacién linfonodal electi-
va, con una dosis de 66Gy, asociado a quimioterapia
con cisplatino. La tolerancia al tratamiento combina-
do fue regular evolucionando con una mucositis y
odinofagia, por lo que requiri6 instalacion de
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Figura 3. Pieza quirdrgica de la cirugia.
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R

con involucion adiposa parcial.

central, tipo comedocarcinoma.

Vista panordmica. Flecha en glandula remanente normal,

Carcinoma adenoideo-quistico. Foco de nerosis

Componente cribiforme de carcinoma
adenoideo-quistico.

En un estroma fibroso denso numerosos actimulos
solidos de células basaloides.

Figura 4. Anatomia patolégica de cortes de pieza quirirgica.

gastrostomia que fue retirada a finales de febrero. El
injerto se conservd en buenas condiciones.

En mayo de 2011 se solicita control
imagenoldgico con PET-TC de cuerpo entero, que
no muestra evidencia de recidiva local ni disemina-
cion a distancia (ver Figura 5). Resultado estético
posquirtirgico se muestra en Figura 6.

DISCUSION

La par6tida concentra la mayoria de los tumores de
glandula salivales, y ante un aumento de volumen
de la glandula es importante descartar la existencia
de una neoplasia, ya sea benigna o maligna. Seg(in
la literatura, datos clinicos que indican sospecha de
malignidad son un tumor de mas de 3 cm, dolor,
crecimiento rapido, pardlisis facial, infiltracién o
ulceracion de la piel y presencia de adenopatias
cervicales, sin embargo, la existencia de estos signos
también depende del tipo histolégico del tumor.
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Segln Oliva y cols, la mayoria de estas
manifestaciones tendrian una baja frecuencia en la
presentacion de tumores malignos, mientras que el
tamafio tumoral mayor a 5 cm y la edad sobre 46
afios serian caracteristicas clinicas significativas de
malignidad™. Nuestro caso clinico se present6 con
tumoracion a nivel del conducto auditivo externo del
mismo lado de la neoplasia, la cual se diagnosticd
tras un acabado estudio imagenoldgico e histoldgico,
y no existia aumento de volumen parotideo.

Al encontrar dos tipos histolégicos en una biopsia
de una misma glandula salival, se debe tener en
cuenta diversas posibilidades como son tumores
unilaterales multifocales sincronicos, carcinomas con
cambios metapldsicos, carcinomas desdiferenciados,
carcinoma derivado de un adenoma preexistente,
tumores hibridos, tumores colisionantes, entre otros.
Los tumores hibridos corresponden a una entidad
rara, descrita como un tumor compuesto por dos
tipos histoldgicos que ocupan una misma darea
topografica®™. La presencia de una zona transicional
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Figura 5. PET-TC posoperatoria.

Figura 6. Resultados estéticos posoperatorios.

entre los dos componentes histoldgicos, que sugiere
un mismo origen, diferencia estos tumores de los
colisionantes (encuentro de dos carcinomas prove-
nientes de distintas areas topograficas) y de los
multiples sincronicos (diversos focos de tumores de
igual o distinto tipo histologico)®.

Los tumores hibridos constituyen el 0,1% al
0,4% de todos los tumores de glandulas salivales'
y se han descrito hasta el momento, de nuestro

conocimiento, 28 casos en la literatura con diver-
sas combinaciones histoldgicas, los que se deta-
llan en la Tabla 2. Existe un solo caso descrito
compuesto por carcinoma adenoideo quistico y
carcinoma basaloide reportado por Ellis™.

Para el correcto diagnéstico de los tipos his-
tolégicos se ha utilizado el andlisis
clinicopatoldgico y la inmunohistoquimica, exis-
tiendo algunos reportes controversiales en cuanto
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Tabla 2. Tumores hibridos de glandulas salivales

Caso Edad Sexo  Gldndula salival Tamaiio (cm) Histologia Autores
1 - - Paladar 2,5 EMC/AdCC/BCAC Ellis et al. 1991
2 70 M Parétida 7x6x4 BCA/CA Seifert and Donath 1996
3 62 M Par6tida - BCA/AdCC Seifert and Donath 1996
4 60 M Parétida 5x2,5x3 AdCC/WT/SL Seifert and Donath 1996
5 53 M Par6tida 6x3x2 ACC/SdC Seifert and Donath 1996
6 66 F Paladar - EMC/AdCC Seifert and Donath 1996
7 67 F Par6tida 55 ACC/MC Ballestin et al.1996
8 51 M Paladar 4,5x3 AdCC/SdC Kamio et al. 1997
9 62 F Parétida 3 EMC/AdGC Simpson 1997
10 53 M Par6tida 6x4,5x3,5 AdCC/MC Cloitoru et al. 1999
11 7 M Parétida 2,9 AdCC/EMC Cloitoru et al. 1999
12 28 M Parétida 2,5x2 EMC/SdC Cloitoru et al. 1999
13 51 M Paladar 3,5%3 AdCC/SdC Cloitoru et al. 1999
14 36 F Subman-dibular 3,5%2,5x2 SdC/AdCC Snyder and Paulino 1999
15 78 F Parétida 4,5x4x3 PLGA/SAC/AdCC/ACC Zardawi 2000
16 58 M Par6tida 2,5 EMC/MC Chetty et al. 2000
17 74 F Parétida 10 EMC/BCAc Toshitaka et al. 2002
18 56 M Parétida 2 EMC/BCAc Toshitaka et al. 2002
19 73 F Par6tida 2 EMC/SCC Toshitaka et al. 2002
20 40 M Par6tida 3 SdC/AdCC Toshitaka et al. 2002
21 81 F Subman-dibular 3 SdC/AdCC Toshitaka et al. 2002
22 65 M Par6tida 5 MC/SdC Toshitaka et al. 2002
23 42 M Par6tida 4 ACC/SdC Toshitaka et al. 2002
24 56 M Par6tida 35 SCC/SdC Toshitaka et al. 2002
25 49 F Paladar 3,5%3,5%2,5 MC/AdCC Ruiz-Godoy et al. 2003
26 1Al M Paladar 4x3x3 EMC/AdCC Ruiz-Godoy et al. 2003
27 - F Parétida 4 LC/EMC Piana et al. 2004
28 74 M Parétida - EMC/SdC Kainuma et al. 2010

BCA: Adenoma de células basales; CA: Adenoma canalicular; AdCC: Carcinoma adenoideo-quistico; WT. Tumor de Warthin;
SL: Linfoadenoma sebaceo; ACC: Carcinoma de células acinares; SdC: Carcinoma del ducto salival; EMC: Carcinoma epitelial-
mioepitelial; BCAc: Adenocarcinoma de células basales; MC: Carcinoma mucoepidermoide; SCC: Carcinoma de células
escamosas; MC: Carcinoma mioepitelial; LC: Carcinoma linfoepitelial; PLGA: Adenocarcinoma polimorfo de bajo grado.

a los criterios de clasificacion de los tumores
hibridos. Toshitaka y cols desarrollan este dilema
compartido por otros autores, indicando que en
los casos donde los tipos histol6gicos provinieran
de caminos de diferenciacién comunes, se clasifi-
carian como tumores no hibridos pero en los
casos donde, a pesar de esto, cada carcinoma
ocupara mas del 30% del tumor o el grado de
proliferacion celular de cada tipo fuese distinto,
debia considerarse como hibrido™.
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La importancia de diferenciar la histologia y
el grado de malignidad en el caso de los tumores
hibridos radica en el pronostico y comporta-
miento distinto que puede tener cada tipo histo-
l6gico y, en consecuencia, nos permite
determinar la mejor terapia. Dado que existe
poca informacién disponible acerca del pronésti-
co de dichos tumores, diversos autores concuer-
dan que el componente con mayor grado de
malignidad determinaria el comportamiento bio-
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I6gico de la neoplasia, su prondstico y mane-
j013,15,18-22.

CONCLUSION

La parétida corresponde a la localizacion de mayor
frecuencia de los tumores de glandulas salivales v,
dentro de ella, la mayoria son entidades benignas y
se presentan como aumento de volumen. Nuestro
caso correspondié a una neoplasia maligna de
parétida y su presentacion clinica fue atipica, con
tumoracién en conducto auditivo externo. Es por
esto que la sospecha clinicay el estudio acabado de
estas lesiones es muy importante. La mayoria de
las neoplasias de parotida derivan de un dnico tipo
histoldgico, pero eventualmente puede desarrollarse
mas de un tipo dentro de una misma glandula dando
lugar a distintas entidades, dentro de ellos, los
tumores hibridos de glandulas salivales. Este trabajo
corresponde al segundo reporte de la literatura de
un tumor parotideo compuesto por carcinoma
adenoideo quistico y carcinoma basaloideo. Es muy
relevante la identificacién de la histologia y grado
de malignidad de estos tipo de tumores, ya que
determinan el prondéstico y tratamiento de ellos.
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