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Resumen

El Cistadenoma papilar linfomatoso es una neoplasia benigna de glandulas saliva-
les. Su localizacion principal es en glandula parétida, sin embargo, ha sido reportado
ocasionalmente en la submandibular y en glandulas salivales menores; excepcional-
mente fuera de estas. El nédulo linfatico yugulo digastrico se localiza en la regidn supe-
rior lateral del cuello, debajo del musculo digastrico sin contacto alguno con la paroétida,
recibe drenaje de senos paranasales, base de lengua, supraglotis, rinofaringe, orofaringe
e hipofaringe. El propésito de este trabajo es reportar el caso de un paciente masculino
de 52 afios quien acude a consulta por presentar tumoracion asintomatica en regiéon sub-
mandibular izquierda, con tres afios de evolucidn. A través del examen clinico se detec-
té masa bien circunscrita, firme a la palpacién. Imagenologicamente se evidencio el gan-
glio yugulo digastrico superior izquierdo agrandado, representado por una imagen hi-
podensa de aproximadamente 3cm. La biopsia excisional revelé cavidades quisticas, re-
vestidas por dos capas de células oncociticas con discretas proyecciones papilares, en un
estroma con abundante tejido linfoide, formando en algunas areas centros germinati-
Vvos, caracteristicas que permitieron llegar al diagnostico de cistadenoma papilar
linfomatoso.
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Ectopic Papillary Cystadenoma Lymphomatosum. A Case Report

Abstract

Papillary Cystadenoma lymphomatosum is a benign salivary gland neoplasia. Its
main location is parotid gland. However, it has been reported in submandibular and mi-
nor salivary glands; exceptionally out of these. The jugulo digastric lymph node is located
at the lateral superior aspect of the neck, below the digastric muscle; it is not in relation
with the parotid gland. It gets drainage from paranasal sinuses, base of the tongue, supra-
glottis, rhinopharynx, oropharynx and hypopharinx. The purpose of this paper is to re-
port a 52 year old, male, with an asymptomatic tumour at the left submandibular area.
Three years history. Through clinical examination, well circumscribed, firm and painless
mass was detected. Magnetic resonance showed an enlarged jugulo digastric lymph
node, at the left area, represented by a 3cm of its greatest dimension, hypodense nodule.
The excisional biopsy showed cystic cavities, lined by two layers of oncocytic cells with
papillary projections, in a lymphoid rich stroma, with some germinal centers. These mi-

croscopic features led to the diagnosis of papillary cystadenoma lymphomatosum.
Key words: Neoplasia, benign, salivary gland, cystadenoma.

Introduccion

El Cistadenoma papilar linfomatoso
(CPL), conocido también como tumor de
Warthin, es una neoplasia benigna, considera-
da como, la segunda mas comun en glandulas
salivales 1-3.

Su etiologia no ha sido identificada, algu-
nos investigadores hablan de una asociacion al
virus papiloma humano, otros especulan que el
tabaco desencadena su formacién, apuntando
gue los fumadores tienen un riesgo mayor a de-
sarrollarlo que los no fumadores 1.

Su patogénesis no esta bien determinada,
se manejan dos hipotesis. Tradicionalmente,
se ha considerado que se forma a partir de teji-
do glandular salival, atrapado en los ganglios
linfaticos parotideos; aunque actualmente se
atribuye su origen a la proliferacion de las cé-
lulas epiteliales del revestimiento de los con-
ductos de estas glandulas, asociado a forma-
cion secundaria de tejido linfoidel. 2,

Tiene predileccidon por pacientes del sexo
masculino, de raza blanca, entre la sextay sép-
tima década de la vida. Afecta principalmente
la glandula par6tida, ubicandose con prefe-
rencia en el polo inferior, de su I6bulo superfi-
cial, observandose cerca del &ngulo de la man-
dibula, sin embargo, hay casos reportados en
glandula submandibular y en glandulas sali-
vales menores del paladar, de los labios, las
amigdala, la laringe y el seno maxilar 14,

Se manifiesta clinicamente como una masa
de crecimiento lento, bien circunscrita, firme o
fluctuante, la cual generalmente es asintomati-
ca, aunque en ocasiones el paciente manifiesta
dolorl-4,

Imagenologicamente se observa como
una imagen hipodensa, bien circunscrita, Uni-
ca o multiple de tamafo variable, rodeada por
una capsula 3.

Histopatologicamente se caracteriza por
multiples cavidades quisticas, donde se pro-
yectan formaciones papilares, constituidas
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por, células oncociticas cilindricas, que miran
hacia el lumen de los espacios quisticos, apo-
yadas sobre células oncociticas también, pero
de forma cuboidal. Estos elementos epiteliales
se encuentran en un estroma donde se identi-
fica abundante tejido linfoide, que en ocasio-
nes puede mostrar formacion de centros ger-
minativos. Pudiese estar presente, focos de
metaplasia escamosa, células mucosas y glan-
dulas sebéaceas. Su contraparte maligna deno-
minada carcinoma ex cistadenoma papilar lin-
fomatoso, rara vez, ha sido reportada 4 °.

El tratamiento de eleccion para esta neo-
plasia, es su escision quirdrgica, debido a su
usual localizacion en el 16bulo superficial de la
parotida, algunos cirujanos realizan solo una
reseccién local, mientras que otros prefieren la
lobectomia superficial 1.2:3.

Se ha reportado recurrencias entre el 6%y
12% de estos tumores, sin embargo, debido a
gue el puede ser multicentrico, no se ha podido
determinar el porcentaje real de recurrencia 1-4.

El ganglio yugulo digastrico superior o
amigdalino, pertenece al grupo de los gan-
glios cervicales profundos superiores. Se situa
por debajo del vientre posterior del musculo
digastrico. Se torna facilmente palpable cuan-
do hay procesos inflamatorios o neoplasicos
en las amigdalas palatinas, senos paranasales,
base de lengua, supraglotis, rinofaringe,
orofaringe e hipofaringe.

El objetivo de este reporte es el de dar a
conocer, previo consentimiento del paciente,
un caso de cistadenoma papilar linfomatoso
ubicado en un ganglio yugulo digastrico supe-
rior, lo cual, se considera una localizacion bas-
tante rara para esta neoplasia benigna de glan-
dula salival, situacion que fue confundida con
una linfoadenopatia reactiva o metastasica y
enfatizar laimportancia del estudio histopato-
I6gico de todos lo tejidos eliminados del area
bucal y maxilo facial, en pro del beneficio de
los pacientes en general.
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Reporte de caso

Un paciente masculino de 52 afios de
edad, acude a la consulta de Oncologia de
adultos del Hospital Universitario de Mara-
caibo, debido a un aumento marcado de volu-
men en la regién submandibular izquierda
(Figura 1). Segun manifest6 el paciente la le-
sién estaba creciendo lentamente, eraindolora
y la habia notado por tres afos.

Figura 1. Tumor bien delimitado firme, fijo en re-
gion submandibular izquierda.

Al examen clinico la tumoracién era par-
cialmente bien circunscrita, firme a la palpa-
ciony fija. Intrabucalmente no se identificaron
focos infecciosos en los tejidos duros o
blandos.

En la tomografia computarizada, se ob-
servé una imagen con apariencia de masa, lo-
calizadaen laregion del ganglio yugulo digas-
trico superior, de aproximadamente 4 cm. dia-
metro en su mayor dimension, con un aspecto
hipodenso, de bordes bien delimitados
(Figura 2).

A pesar del tiempo de evolucién mani-
festado por el paciente se consider6 como
diagnostico diferencial una linfoadenopatia
reactiva, sin descartar que se tratara de una
metastasis, principalmente de nasofaringe o
sus alrededores.

El paciente fue remitido al servicio de
Otorrinolaringologia donde le fue practicado
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un examen clinico integral, ademas de una na-
solaringoscopia, descartandose la presencia
de neoplasia en las zonas anatdbmicas exami-
nadas. Asi mismo, una tomografia computari-
zada de cabeza fue realizada para detectar la
posible presencia de otra lesion en esa zona.

El paciente neg6 cualquier situacién, an-
tecedente o habito que tuviese relacién con su
enfermedad para ese momento.

Se ordenaron los examenes correspon-
dientes para la realizacion del procedimiento
quirdrgico. La rutina preoperatorio se encon-
tr6 dentro de los limites normales.

Bajo anestesia general la lesion fue elimi-
nada completamente en un solo tiempo y en-
viada en su totalidad para su estudio
histopatolégico.

MacroscOpicamente correspondié a un
nodulo de 4 x 3 x 2 cm. Al corte superficie par-
do clara, solida con areas quisticas vacias. Se
incluyen secciones de diferentes areas para su
estudio.

MicroscOpicamente las secciones mostra-
ron un nédulo rodeado por una capsula bien
formada, de tejido conectivo fibroso. Dentro
del mismo se identifica cavidades quisticas re-
vestidas por células columnares, oncociticas,
con citoplasma esosinofilico granular y nucleo
vesicular centrado, las cuales descansan sobre
celulas oncociticas cubicas, con las mismas ca-
racteristicas ya descritas (Figuras 3y 4). En al-
gunas areas este componente celular penetra
en forma de papilas discretas, hacia las cavi-
dades quisticas. Todos estos elementos se en-
cuentran en un estroma constituido por
abundante tejido linfoide, en el que se
evidencia formacion de centros germinativos
(Figura 5).

Basandose en estas caracteristicas mi-
croscopicas se diagnostic6 un Cistadenoma
Papilar Linfomatoso o Tumor de Warthin.

El proceso postoperatorio fue completa-
mente satisfactorio, ocurrio una correcta cica-

Figura 2. Imagen bien delimitada hipodensa bien
delimitada en region yugolodigastrica.
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Figura 3. Cavidades quistiscas, revestidas por ce-
lulas oncoticas.
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Figura 5. Componente linfoide, con centro germi-
nativo.

trizacion. Dos afios més tarde el paciente se
encontro sin indicios de recidiva.

Discusion

El cystadenoma papilar linfomatoso
(CPL), siendo benigno, es la segunda neopla-
sia mas comun en glandulas salivales. Tiene
una marcada predileccién por la glandula pa-
rotiday los ganglios intraparotideos y parapa-
rotideos. Sin embargo, ha sido reportada, aun-
gue con poca frecuencia, en glandula subman-
dibular y glandula salivales menores 1-5,

Tradicionalmente se ha conseguido con
mayor frecuencia en el sexo masculino 13, aso-
ciado al habito de fumar, lo cual coincide par-
cialmente con nuestro caso, ya que el paciente
pertenece a este sexo, pero no es fumador, sin
embargo, Yooy col 6 reportaron un incremen-
to en la aparicion de este tumor en pacientes
del sexo femenino, probablemente por la po-
pularidad del habito de fumar entre las muje-
res, estos autores 6 en un estudio retrospectivo
de 40 afios en el hospital Johns Hopkins deter-
minaron un incremento consecutivo de este
tumor en el sexo femenino, a través de las cua-
tro décadas, al igual que consiguié historia de
hébito tabaquico en el 88% de los hombres y
89% de las mujeres.
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Generalmente es unico, sin embargo, al-
gunos autores 79 han descrito casos donde se
presenta multiple y/o acompafiado de otros
tumores, como Lefor y col. 7 quienes reporta-
ron en una paciente de 67 afios, con ambas pa-
rotidas agrandadas, ocho tumores de Warthin
en cada glandulay en la parotida derecha ade-
mas se identific6 un adenoma pleomorfo
benigno.

Seifert 8 en 1997, report6 un caso de carci-
noma mucoepidermoide bilateral formado en
dos tumores de Warthin preexistentes.

Low 9 escribi6 un articulo donde reporta
un caso de CPL en nasofaringe y en paroétida
simultdneamente.

Chae y col. 10 en su publicacion describen
un caso de tumor de Warthin multicentrico en
nodulos linfaticos intraparotideos y paraparo-
tideos, donde al realizar biopsia por puncion
diagnosticaron carcinoma metastatico. Al eli-
minar quirdrgicamente la glandula y los gan-
glios cervicales y estudiarlos microscopica-
mente todas las lesiones fueron diagnostica-
das como CPL multicentrico, las células epite-
liales observadas en el material obtenido a tra-
vés de la biopsia por puncion correspondié a
metaplasia escamosa, caracteristica que puede
ser observada en el CPL.

Park y col. ! reportaron dos casos de lin-
foma no-Hodgkin y CPL, simultaneos en un
ganglio linfatico periparotideo.

Su localizacion extraparotidea es poco
frecuente como lo sefialan Patterson y col. 12y
Wang y col. 13en sus articulos, donde un CPL,
fue diagnosticado en cada caso ubicado en un
nodulo yugulo digastrico, coincidiendo con el
caso aqui reportado.

A pesar que su localizacion tradicional es
en glandulas salivales principalmente en glan-
dula parétida, en este caso se muestra una lo-
calizacion inusual del cistadenoma papilar
linfomatoso. Inicialmente se piensa en una lin-
fadenopatia, reactiva o metastasica, y no se
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considerd la presencia de un tumor de glandu-
la salival. Por esta razn, no siempre que se
observe un ganglio linfatico agrandado, hay
gue pensar solo, en una linfadenopatia reacti-
va, aunque sea lo mas comun, o en una lesion
maligna primaria de la zona o metastasica.
Debe hacerse un exhaustivo examen clinico,
imagenologico y por supuesto el estudio his-
topatoldgico, para llegar a un diagnostico de-
finitivo especifico. No debe realizarse Unica-

Pérez Castro y col.

mente el diagnostico con biopsia por puncion,
ya que puede ser confundido con un
carcinoma, por la posible presencia de
metaplasia escamosa.

Basandonos en esta revision bibliografica
determinamos que este es el tercer caso en la
literatura donde esta neoplasia se localiza en
un nédulo linfatico yugulo digastrico o
amigdalino.
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