Adenoma pleomorfico extrasalival:
una inusual presentacion con extensa
metaplasia sebacea

Extrasalivary pleomorphic adenoma: an unusual presentation
with extensive sebaceous metaplasia
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RESUMEN

El adenoma pleomorfico es el tumor benigno mas fre-
cuente de las glandulas salivales mayores; es un tumor
poco frecuente en la cavidad nasal.

Histolégicamente se caracteriza por presentar elementos
epiteliales, mioepiteliales y estromales y puede contener
cambios metaplasicos. Aqui nosotros presentamos un
caso inusual de adenoma pleomoérfico extrasalival con ex-
tensa metaplasia sebacea, situado en la pared lateral de
la cavidad nasal izquierda y que infiltraba el tabique na-
sal. El diagnostico anatomopatolédgico de la pieza quirur-
gica fue adenoma pleomdérfico, sin signos de malignidad,
con un patrén multinodular, que se asocia a posibles re-
currencias, y el desarrollo de un estroma con una profusa
metaplasia sebacea, rasgo no descripto en la literatura. El
paciente se recuperd bien. Sin recidivas hasta los 2 afios
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ABSTRACT

Pleomorphic adenoma is the most common benign tumor
of the major salivary glands. Pleomorphic adenomas are
uncommon tumors of the nasal cavity. Histologically it is
characterized by presenting epithelial, myoepithelial and
stromal elements and may contain metaplastic changes.
Here we present an unusual case of extrasalivary
pleomorphic adenoma with extensive sebaceous
metaplasia, located in the lateral wall of the left nasal cavity
and infiltrating the nasal septum. The pathological diagnosis
of the surgical piece was pleomorphic adenoma, without
signs of malignancy, with a multinodular pattern, which is
associated with possible recurrences, and the development
of a stroma with profuse sebaceous metaplasia, a feature
not described in the literature. The patient recovered well.
No recurrences up to 2 years postoperatively. He did not

FACULTAD DE ODONTOLOGIA. Universidad Nacional de Cuyo. 2022. Volumen 16. N° 2



Casos Clinicos

Adenoma pleomorfico extrasalival: una inusual presentacion con extensa metaplasia sebacea

Maria Elena Samar Romani; Rodolfo Esteban Avila Uliarte; Alberto Gustavo Corball de Santiago; Ismael Bernardo Fonseca Acosta

del postoperatorio; no se presenté a las posteriores con-

sultas de seguimiento clinico.

Palabras clave: adenoma pleomoérfico extrasalival, cavi-

show up for subsequent clinical follow-up visits.

Key words. extrasalivary pleomorphic adenoma, nasal

dad nasal, estroma, metaplasia sebacea.

cavity, stroma, sebaceous metaplasia

INTRODUCCION
La mayoria de los tumores benignos y
malignos de las glandulas salivales son
de origen epitelial y se originan de dos
lineas celulares: epiteliocitos (acinares o
ductales) y mioepiteliocitos (1).
El tumor salival benigno mas frecuen-
te es el adenoma pleomérfico -Clasifi-
caciéon Internacional de Enfermedades
para Oncologia: CD/O 8940/0- (2). En
1874 fue descripto por Minssen y lue-
go por Broca como tumor mixto debi-
do a su apariencia epitelial y conectiva.
Posteriormente, Willis lo designdé como
adenoma pleomorfico basandose en su
diversidad histoloégica derivada de sus
componentes estructurales: epitelial,
mioepitelial y estroma, que permiten su
identificacion al microscopio 6ptico.
(3-6).
Su localizacién mas frecuente es la glan-
dula parétida (85%) pero también pue-
de desarrollarse en la glandula subman-
dibular (5%) y en las glandulas salivales
menores, principalmente las del paladar
(10%). Mas raramente se desarrolla en
sublingual, senos paranasales y nasofa-
ringe, lengua y labio inferior (5).
Hapunda et al. (7) y Cherrabi et al. (8)
mencionan que el adenoma pleomorfi-
co raramente aparece en el sistema res-
piratorio y se origina de la pared lateral
de la cavidad nasal o del septo nasal.
Presenta epiteliocitos y mioepitelioci-
tos que se ordenan en conductos, nidos
sélidos y ldaminas o trabéculas que coe-
xisten con dreas estromales de caracte-
risticas variables y que determinan en su
conjunto el pleomorfismo estructural de
esta neoplasia (9).
Rosai y Ackerman (10) definen al ade-

noma pleomérfico como un tumor con
metaplasia estromal ya que el estroma
sufre diversos procesos metaplasicos,
producto de los mioepiteliocitos modifi-
cados, quienes cumplen una importante
funcién en la matriz de esta neoplasia
(11). En distintos tumores y aun dentro
de un mismo tumor pueden identificar-
se areas de metaplasia mixoide, hialina,
fibrosa, condroide, ésea, adiposa, esca-
mosa y sebdcea (3).

La metaplasia sebacea es excepcional en
el adenoma pleomorfico y se manifiesta
como focos aislados dentro del estroma
como observamos en un caso de glan-
dula parotida (12).

Dentro de la glandula parétida normal
se describe la presencia de diferen-
ciacion sebacea alrededor de los con-
ductos interlobulares en un porcentaje
de 10 a 42%. Algunos investigadores
consideran que son el resultado de una
metaplasia sebacea y otros que corres-
ponderian a una ectopia glandular (13).
Aqui nosotros presentamos un caso in-
usual de adenoma pleomoérfico extra-
salival con extensa metaplasia sebacea,
situado en la pared lateral de la cavidad
nasal izquierda y que infiltraba el tabi-
gue nasal.

CASO CLiNICO

Paciente masculino de 62 afos que
consultd en la Fundacion de Cabeza
y Cuello (FUNDACYC) de la ciudad
de Cérdoba por una tumoracién con
deformacién de la regién paranasal iz-
quierda, de 8 meses de evolucion, con
un crecimiento progresivo el ultimo
mes. Presentaba obstruccion ventilato-
ria nasal izquierda, con dolor a la pal-
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Figura 1: Paciente con abultamiento de la re-
gidn lateral del dorso nasal izquierdo (flecha).

pacion y episodios de epistaxis.

Al examen fisico se observé abultamien-
to de la region lateral del dorso nasal
izquierdo de aproximadamente 3 cm de
didmetro (Figura 1).

En la fibroscopia nasal se encontrd una
masa que comprometia la porcién ante-
rior del cornete y meato medios izquier-
dos. No se comprobé sangrado nasal
activo.

Se indicd una tomografia axial compu-
tarizada, informandose la presencia de
una masa solida y heterogénea, de 4 cm
de didmetro, situada en la regién ante-
rolateral de la cavidad nasal izquierda,
con compromiso del cornete y el meato
medios izquierdos en su parte anterior.
Desplazaba el hueso nasal y la rama as-
cendente del maxilar. No se realiz6 biop-
sia preoperatoria.
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Figura 2: Reseccion quirurgica

A- La flecha indica la presencia del tumor en la pared lateral de cavidad nasal izquierda.
B- Se observa, marcado en blanco, la falta de sustancia del maxilar y hueso nasal izquierdo,

luego de la remocion en bloque del tumor.

Se decidio la extirpacion quirdrgica (Fi-
gura 2 Ay B). Se realiz6 una incisién de
Weber Ferguson, bajo anestesia gene-
ral, lo que permitié asegurar los marge-
nes de seguridad adecuados.

Analisis macroscépico de la pie-
za quirudrgica:

1- Cuatro fragmentos que en conjunto
median 5 x 4 x 2 cm. El mayor era de
color pardo blanquecino, con una su-
perficie ligeramente irregular, lobulada
en sectores; en una de sus caras se en-
contraba adherido un fragmento éseo
laminar de 3x c¢cm; al corte era de con-
sistencia blanda, friable y con sectores
de aspecto mixoide. Los fragmentos
restantes eran parduzcos y elasticos y
tenfan apariencia membranosa, con
consistencia variable al corte.

2- Dos fragmentos de tejido, el mayor
de 2,5x0,7x0,5cmy el menorde0,7 x
0,3 x 0,2 cm. Ambos eran de color par-
do grisaceo. Al corte habia sectores de
consistencia 6sea.

3- Un fragmento de aspecto membra-
noso de 2,2 x 1,5 x 0,3 cm, con super-
ficie ligeramente irregular, congestiva y
de consistencia elastica al corte.

Analisis microscépico:

1- Los cortes histolégicos coloreados
con Hematoxilina y Eosina correspon-
dian a una proliferacion celular mixta
con epiteliocitos que se disponfan for-
mando conductos de tamafo variable,
nidos celulares solidos y algunas estruc-
turas quisticas (Figura 3 Ay B).

Se observaron mioepiteliocitos dis-
puestos en trabéculas, nidos y lami-
nas soélidas. El estroma era variable, de
tipo mixoide, con sectores hialinizados
y condroides y numerosos acimu-
los sebaceos. Estos ultimos ocupaban
aproximadamente el 30% del estroma.
El citoplasma de los sebocitos era cla-
ro, de aspecto vacuolado y nucleos con
caracteristicas heterogéneas; algunos
con cromatina laxa y nucleolo evidente;
otros eran pequenos e hipercromaticos

o con manifiesta picnosis (Figura 4 A, B
y C). No se observaron mitosis ni células
atipicas.

2- Los fragmentos correspondieron a la
pared nasal anterior donde se observo
tejido éseo trabecular maduro y mucosa
nasal con plexos vasculares congestivos
y dilatados y un edema leve.

3- El material correspondiente al frag-
mento del septo nasal presenté una
mucosa sin particularidades y tejido co-
nectivo denso. Mostré infiltracién neo-
plasica focal por el tumor previamente
descrito.

El tumor tenfa un crecimiento multino-
dular y estaba parcialmente encapsula-
do. El diagnoéstico anatomopatolégico
de la pieza quirtrgica fue adenoma
pleomorfico, sin signos de malignidad.
El paciente se recuper6 bien. Sin recidi-
vas hasta los 2 afios del postoperatorio;
no se presentod a las posteriores consul-
tas de seguimiento clinico.

DISCUSION

El adenoma pleomérfico, tipico por su
complejidad  morfolégica, constituye
mas de los dos tercios de todas las neo-
plasias salivales (5).

Algunos autores consideran que las
glandulas seromucosas de la cavidad
nasal, faringe, laringe, seno maxilar,
trdquea y bronquios son morfoldgica y
funcionalmente similares a las glandulas
salivales menores intraorales (14-16).
Sin embargo, para Ellis y Auclair (3) no
son en el sentido estricto glandulas sa-
livales porque sus secreciones no parti-
cipan en la formacién de la saliva. Por
consiguiente, los adenomas pleomérfi-
cos desarrollados en estos sitios deben
clasificarse como de localizacion extra-
salival y el caso analizado en el presen-
te trabajo debe incluirse dentro de este
grupo tumoral.

Denker y Kahler reportaron en el ano
1929 el primer caso de adenoma pleo-
morfico de la cavidad nasal (16).

Segun Cherrabi et al. (8) la localizacién
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del adenoma pleomérfico en la pared
lateral de la cavidad nasal es excepcio-
nal, con una incidencia del 1% y mas
predominante en las mujeres. También
Akiyama et al. (15) y Salahuddin et al.
(17) consideran que los adenomas pleo-
morficos originados en la cavidad nasal
o en los senos paranasales son lesiones
raras. Mead et al. (18) mencionan una
incidencia del 0,4% dentro de la cavi-
dad nasal.

Sobre los posibles origenes del adeno-
ma pleomorfico nasal, Cherrabi et al. (8)
y Sciandra et al. (19) han citado distintas
teorias propuestas por diferentes auto-
res. En un antiguo trabajo del afio 1932,
Stevenson lo relaciona con remanentes
del 6rgano vomeronasal, un conducto
epitelial revestido de epitelio en el sep-
to nasal cartilaginoso durante la etapa
fetal temprana. En 1944 Ersner y Saltz-
man sostenian que los precursores del
adenoma pleomérfico septal son células
epitelializadas provenientes de la muco-
sa del septo nasal, originadas durante la
migracion de las yemas nasales. Auto-
res como Evans y Cruikshank lo relacio-
nan con tejido glandular salival maduro
mientras que Dawe en 1979 propone la
etiologia viral.

Por otra parte, los cambios reactivos y
metaplasicos son comunes en las glan-
dulas salivales, como describen Hellquist
y Skalova (14). Frecuentemente se pue-
den observar oncocitos, sebocitos y cé-
lulas claras y mas raramente metaplasia
mixoide e hiperplasia glandular y duc-
tal. Estos autores incluyen dentro de las
glandulas salivales menores a las glan-
dulas de la nariz y senos paranasales,
faringe, laringe y traquea.

La presencia de componentes epitelia-
les y estromales han suscitado contro-
versias en cuanto al origen histolégico
del adenoma pleomérfico. En estudios
ultraestructurales e inmunohistoqui-
micos se determind su origen epitelial
y la produccion de estroma a partir de
mioepiteliocitos modificados que sinte-
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Figura 3: Adenoma pleomorfico con diferenciacion sebacea

A- Epiteliocitos (flecha). Estroma mixoide (asterisco negro). Estroma hialinizado (asterisco blanco).
Coloracion H/E. Objetivo 10x.

B- Sebocitos (flecha). Nidos solidos de epiteliocitos (asterisco blanco). Estructura quistica (asteris-
co negro). Coloracién H/E. Objetivo 10x

C- Inset de la Figura 3B- Objetivo 40x.
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Figura 2: Adenoma pleomorfico con diferenciacién sebacea

A- Sebocitos con citoplasma vacuolado y nucleos heterogéneos (flechas).

B- Sebocitos (flecha). Nidos de epiteliocitos (cabeza de flecha).

C- Se senala un sebocito con ntcleo picnético (flecha). Epiteliocitos (cabeza de flecha).
Coloracion H/E. Objetivo 40x.
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tizan y secretan cantidades variables de
glucosaminoglucanos de la matriz, la
gue sufre cambios metaplasicos mixoi-
des, lipomatosos, condromatosos y/o
6seos (3, 20-23).

La metaplasia escamosa y las perlas cor-
neas no son raras. En algunos tumores
se demostraron cristaloides y cuerpos de
psamoma (24)

La mayoria de los autores consideran
gue los focos de metaplasia sebacea se
observan en pocos casos (20, 24-25)
Sin embargo, la diferenciacién sebacea
focal se ha encontrado en una amplia
variedad de tumores de las glandulas
salivales tales como tumor de Whartin,
adenoma y adenocarcinoma de células
basales, oncocitoma, carcinoma adenoi-
de quistico y carcinoma mucoepidermoi-
de (26) y, a diferencia de lo reportado
en la literatura, nosotros encontramos
en el estroma del adenoma pleomoérfico
ademas de areas mixoides y fibrosas una
extensa metaplasia sebacea (30%) cons-
tituida por tipicos sebocitos.

Cramer et al. (27) reportaron diferencia-
cion sebdcea en un carcinoma adenoi-
de quistico de parétida. Otros autores
describieron una variedad histolégica

del carcinoma epitelial mioepitelial de
glédndulas salivales con diferenciacion se-
bacea (28-28).

Un tumor de Whartin con diferencia-
cion sebacea y sialometaplasia necro-
tizante fue informado por Gnepp (30).
Por otro lado, Kadivar et. (31) publica-
ron un caso de sialolipoma de glandula
parétida con difusa diferenciacion se-
bacea en una nina.

Los sebocitos se asemejan en varios as-
pectos a los adipocitos; ambas células
acumulan grandes cantidades de lipidos
en su citoplasma. Pero su histogénesis
es diferente ya que los primeros derivan
de los queratinocitos del foliculo piloso'y
los adipocitos tienen un origen mesen-
quimatico (32).

En el diagnoéstico diferencial del adeno-
ma pleomdrfico de la cavidad nasal (33)
se incluyen el papiloma invertido, los pé-
lipos nasales, el carcinoma ex adenoma
pleomorfico, el condroma, el granuloma
piégeno y el carcinoma adenoide quistico.
Su tratamiento es quirlrgico y si bien se
trata de un tumor de naturaleza benigna
se debe realizar su eliminaciéon completa
ya que sus riesgos potenciales son la re-
currencia y la transformacion maligna (8).

Aunque algunos autores (34) conside-
ran que la tasa de recurrencia en el ade-
noma pleomoérfico nasal es baja (10%)
Akiyama et al. detectaron una alta re-
currencia (15). La recurrencia tumoral
se asocia con diferentes situaciones,
una incompleta extirpacién quirtrgica
con margenes positivos, el predominio
de estroma mixoide, una encapsulacion
parcial o una lesiéon con nédulos satéli-
tes (35-36).

CONCLUSIONES

El adenoma pleomérfico es el tumor
mas comun de las glandulas salivales
Cuyo rasgo caracteristico es su comple-
ja estructura histolégica.

Su localizacién preferencial es la glan-
dula parétida y en menor proporcién
se lo observa en las glandulas salivales
menores.

Nosotros describimos un raro caso de
localizacién extrasalival, especificamen-
te la cavidad nasal, donde diagnosti-
camos un patrén multinodular, que se
asocia a posibles recurrencias, y el de-
sarrollo de un estroma con una profusa
metaplasia sebacea, rasgo no descripto
en la literatura.
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del proyecto “La matriz extracelular y el componente mioepitelial
de los tumores epiteliales de glandulas salivales humanas: estudio
estructural, histoquimico e inmunohistoquimico” aprobado por el
Comité de Etica del Hospital Nacional de Clinicas. Universidad Na-
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