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Bocio multinodular ectépico submandibular: a propésito

de un caso y revision de la literatura

Submandibular ectopic multinodular goiter: case report and literature
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Resumen

El tiroides ectdpico es una alteracién congénita infrecuente que presenta una preva-
lencia entre 1/100.000-1/300.000. En el 90% de los casos se encuentra en la linea media
cervical, siendo los casos de tiroides ectépico cervical lateral muy infrecuentes. Presen-
tamos el caso de una paciente de 44 afos que consult6 por presentar una tumoracion
submandibular izquierda de mds de seis meses de evolucién. Las pruebas de imagen
(ecografia, tomografia computarizada y gammagrafia) sugirieron un bocio ectépico
multinodular; la puncién aspiracién con aguja fina (PAAF) informé de tejido tiroi-
deo sin atipias (Bethesda II) y el estudio sanguineo de hormonas tiroideas fue normal,
orientando finalmente el caso como un bocio multinodular ectépico submandibular
eutiroideo. Ante la ausencia de sintomas y signos sugerentes de malignidad, en con-
junto con una PAAF con caracteristicas de benignidad, se decidi6 realizar seguimiento.
En el momento que present6 clinica por efecto masa se decidi6 realizar la exéresis de la
lesién, que confirmé el diagndstico de bocio multinodular ectépico. Los casos descri-
tos en la literatura de bocio multinodular ectépico submandibular como tnico tejido
tiroideo funcionante son excepcionales. El tiroides ectépico se debe considerar en el
diagnostico diferencial de una masa submandibular. Aunque actualmente no existe un
consenso en relacion con el manejo de dicha patologia, el crecimiento de la masa puede
contribuir a la decisién de una exéresis completa del tiroides ectépico, aun traténdose
del dnico tejido tiroideo funcionante.

Palabras clave: tiroides ectdpico, glandula tiroides, tiroides submandibular, bocio mul-
tinodular, tiroides cervical lateral.

Abstract

Ectopic thyroid is an uncommon congenital disorder with a prevalence between 1/100,000-
1/300,000. In 90% of cases, it is placed in cervical midline, being the cases of lateral cervical
ectopic thyroid very infrequent. We present the case of a 44-year-old female patient who
had a left submandibular mass during more than six months. Imaging tests (ultrasound,
computed tomography and scintigraphy) suggested a multinodular ectopic goiter; fine need-
le aspiration (FNA) reported thyroid tissue without atypia (Bethesda II) and the thyroid
hormone blood tests were normal, finally orienting the case as a euthyroid submandibular
ectopic multinodular goiter. In the absence of symptoms and signs suggestive of malignancy,
together with an FNA with benign characteristics, it was decided to follow up. When the
patient presented clinical symptoms due to mass effect, it was decided to perform excision of
the lesion, which confirmed the diagnosis of ectopic multinodular goiter. There are very few
cases described in the literature of submandibular ectopic multinodular goiter as the only
functioning thyroid tissue. Ectopic thyroid should be considered in the differential diagnosis
of a submandibular mass. Although there is currently no consensus on the management of
this pathology, the growth of the mass may contribute to the decision of a complete excision
of the ectopic thyroid, even if it is the only functioning thyroid tissue.

Keywords: ectopic thyroid, thyroid gland, submandibular thyroid, multinodular goiter,
lateral cervical thyroid.
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Introduccion

El tiroides ectépico es una alteracién con-
génita infrecuente, debida a una migracién
anormal durante la formacién de la gldndula
tiroides, que puede o no coexistir con una
gldndula tiroidea ortotépica'?. Presenta una
prevalencia entre 1/100.000-1/300.000"*. En la
mayoria de los casos se encuentra en la linea
media cervical (90%)"?, siendo los casos de
tiroides ectdpico cervical lateral muy poco fre-
cuentes. Presentamos el caso de una paciente
adulta con un bocio multinodular eutiroideo
en un tiroides ectépico submandibular, como
unico tejido tiroideo. Realizamos la descrip-
cién de este caso y revisamos la literatura
publicada en relacién con el tema.

Caso Clinico

Paciente mujer de 44 afios sin anteceden-
tes patoldgicos, que consulté por presentar
una tumoracién submandibular de mas de
seis meses de evolucion, de crecimiento len-
tamente progresivo, sin presentar otra sinto-
matologia. En la exploracion fisica se palpaba
una tumoraciéon submandibular izquierda,
elastica, mévil y no dolorosa. Se solicité una
tomografia computarizada (TC) de cuello con
contraste (Figura 1), que mostr6 la presencia
de una masa sugerente de bocio multinodular
en un tiroides ectépico submandibular con
extension hacia suelo de boca, que media
34 x 26 x 30 milimetros, con ausencia de
glandula tiroidea ortotépica. Posteriormente,

dentro de los exdmenes a solicitar, el estudio
sanguineo de hormonas tiroideas fue normal;
la gammagrafia tiroidea confirm¢ la ausencia
de tiroides ortotdpico y la presencia de tejido
tiroideo funcionante a nivel submandibular
izquierdo. La ecografia demostré una masa
solida, polilobulada, en suelo de boca y regién
submandibular izquierda, y la puncién aspi-
racién con aguja fina (PAAF) informé tejido
tiroideo sin atipias (Bethesda II); orientdndose
el caso como un bocio multinodular ectépico
submandibular eutiroideo. Ante la ausencia
de sintomas y signos de malignidad, se decidié
en conjunto con el servicio de endocrinologia
seguir controles periddicos con ecografia. Al
afio de seguimiento, la paciente present6 un
aumento del tamano de la lesion, con aparicién
de clinica de disfagia ocasional y dificultad en
la movilidad lingual por efecto masa, causando
disartria. La ecografia de control mostré un
leve aumento del tamafio de la lesién, por lo
que se realizé una TC de control que corro-
boré un leve aumento del tamafo respecto
al estudio previo, midiendo 42 x 32 x 33 mi-
limetros. Se revalord el caso con el servicio de
endocrinologia y, finalmente, dado el aumento
de crecimiento; se decidi6 resecciéon quirtrgica
(Figura 1). Se realiz6 la resecciéon completa de
la lesién sin incidentes. La biopsia confirmé
el diagnéstico de bocio multinodular ecté-
pico. Tras la cirugia, la paciente requirié de
tratamiento hormonal tiroideo sustitutivo, al
tratarse del tinico tejido tiroideo existente. Pre-
sent6 una evolucién favorable con resolucién
de la sintomatologia que se mantiene tras un
afio de seguimiento.

Figura 1. (A) Corte axial y sagital de tomografia computarizada: masa de caracteristicas heterogéneas a nivel submandibular y sublingual
izquierdos sugestiva de bocio multinodular en un tiroides ectépico con unas medidas de 34 x 26 x 30 milimetros. (B) Pieza quirtrgica.
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Discusion

La presencia de tejido tiroideo ectépico
en la region submandibular se puede explicar
principalmente de tres formas: alteraciéon de
la migracién durante el desarrollo embrio-
nario (tiroides ectépico real), metdstasis de
carcinoma de tiroides o implantacidén de tejido
tiroideo tras procedimientos quirdrgicos"*.

La gldndula tiroidea inicia su desarrollo
como un diverticulo a nivel de la linea media,
entre el primer y segundo arco braquial, du-
rante la tercera o cuarta semana del desarrollo
embrionario. El diverticulo bilobulado, que es
el primordio medial, desciende caudalmente
y se fusiona con los primordios laterales que
provienen de los cuerpos ultimobranquiales
para formar la gldndula completa'. Existe la hi-
potesis que el tiroides ectépico submandibular,
se origina debido a que un componente lateral
del tiroides no puede migrar y fusionarse con el
primordio medial. En la mayoria de los casos,
el tiroides ectépico submandibular coexiste
con un tiroides ortotdpico y los pacientes son
eutiroideos. Pocos casos han sido descritos
en la literatura como el dnico tejido tiroideo
funcionanteen ausencia de una glandula tiroi-

CASO CLINICO

dea ortotdpica (Tabla 1), como es el caso de la
paciente que presentamos.

Los casos de bocio multinodular ectépico
submandibular como unico tejido tiroideo son
atn mads excepcionales. No existe consenso en
relaciéon con el manejo de esta patologia, sobre
todo si tenemos en cuenta que nuestra paciente
presentaba una funcién tiroidea normal.

Ante una masa submandibular debemos
considerar el diagnéstico diferencial de tu-
mores de la glandula submandibular, sialode-
nitis, tumores neurogénicos, paragangliomas,
adenopatias y tiroides ectépico'’. La ecografia
y la TC son las pruebas iniciales de eleccién
que orientan el diagnéstico™. En el caso del
tiroides ectépico, la TC muestra una masa
circunscrita con una atenuacion ligeramente
incrementada en relacién a la musculatura
adyacente y una captacién homogénea de
contraste. La presencia de ndédulos con baja
atenuacion, similares a los nédulos tipicos de
la glandula tiroides ortotépica, suelen ser clave
para el diagndstico'. La gammagrafia tiroidea
confirma el diagnéstico'>", permitiendo va-
lorar si el tejido ect6pico es funcional y si hay
0 no otros tejidos tiroideos con funcién en
cualquier otra localizacién. Su sensibilidad y

Tabla 1. Casos publicados de tiroides ectopico submandibular sin glandula tiroidea ortotépica

Autor, revista y aio de publicacion Edad
Paragliola y cols. 61
Clin Nucl Med, 2016°

Guerrissi. 35
J Craneofac Sugr, 2012°

Zieren y cols. 81
J Craniofac Surg, 2006’

Kumary cols. 12
Clin Nuclear Med, 20018

Kumary cols. 42
Thyroid, 2000°

Aguirre y cols. 47
Oral Surg Oral Med Oral Pathol, 1991'°

Rubenfeld y cols. 28

Arch Otolaryngol Head Neck Surg, 1988

Alsop y cols. 61
J Oral Pathol, 1986'?

Helidonis y cols. 30
J Laringol Otol, 19803

Sexo Localizacion Histopatologia
Mujer Submandibular PAAF: tejido tiroideo
izquierdo benigno
Mujer Submandibular Variante folicular de
izquierdo carcinoma papilar
Mujer Submandibular Tejido tiroideo benigno
derecho
Hombre Submandibular PAAF: bocio coloide
izquierdo
Mujer Submandibular PAAF: restos hematicos
izquierdo No se realiz6 cirugia
Mujer Submandibular Bocio coloide
izquierdo
Mujer Submandibular Tiroides normal
derecho
Hombre Submandibular Adenoma folicular en
derecho anillo de sello
Mujer Submandibular Bocio coloide difuso

izquierdo
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especificidad es de 85,7%-92,3% y el 100% res-
pectivamente, segtin un estudio publicado por
Feng Xu y cols.'. La PAAF es de utilidad para
confirmar la etiologia tiroidea de la masa en
estudio y, sobre todo, es esencial para descartar
metdstasis de carcinoma primario de tiroides
y otras enfermedades malignas. Por ultimo,
el estudio analitico de hormonas tiroideas es
imprescindible para evaluar la existencia de
alteraciones funcionales'.

En relacién al tratamiento, no existe con-
senso en la literatura’? La reseccién quirdrgica
parece aconsejable en caso de riesgo de malig-
nidad, aparicién de sintomas y/o la existencia
de otro tejido tiroideo funcionante. En caso
contrario, la mejor opcién parece ser el control
evolutivo*, tal como se procedié en el caso
presentado. Sélo el crecimiento progresivo
del bocio, con aparicién de sintomatologia
por efecto masa, en una lesién congénita que
habia pasado desapercibida durante muchos
afos, nos indicé la necesidad de reseccidén
quirdrgica. La decisién se debe consensuar
mediante un equipo multidisciplinar, como
se realizd en este caso. La cirugia consigui6 la
resolucion de la clinica compresiva, precisando
tratamiento hormonal sustitutivo. Por otro
lado, la cirugia parcial del tiroides ectépico es
un tema controvertido, sobre todo si ya ha ha-
bido un crecimiento durante el seguimiento®*.

Conclusion

El tiroides ect6pico se debe considerar en el
diagnostico diferencial de una masa submandi-
bular. Las pruebas complementarias son esen-
ciales no sélo para el diagndstico, sino también
para una correcta decisiéon terapéutica. El
crecimiento de la masa, en nuestra opinion,
puede contribuir a la decisién de una reseccién
completa del tiroides ectépico aun trataindose
del tnico tejido tiroideo funcionante.
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