Hiperplasia adenomatoide
de glandulas salivales en el
paladar: un reporte de caso

Adenomatoid hyperplasia of salivary glands in palate: a case report

\T
oo
S
[e]
+—
c
]
o
(©)
(<)
©
©
c
9
O
©
=
©
+—
A
>
(V]
o

Hiperplasia adenomatoide de glandulas salivares em palato:
relato de caso

Asterlis Buitrago-Osuna'
Mdnica Montilla-Jurado?
Claudia Patricia Pena-Vega®

Recibido: 15 de noviembre de 2020
Aprobado: 16 de julio de 2021
Publicado: 6 de septiembre de 2021

Como citar este articulo:

Buitrago-Osuna A, Montilla-Jurado M, Pefia-Vega CP. Hiperplasia adenomatoide
de glandulas salivales en el paladar: un reporte de caso. Revista Nacional de
Odontologia. (2021); 17(1), 1-11.

doi: https://doi.org/10.16925/2357-4607.2021.01.10

Reporte de caso. https://doi.org/10.16925/2357-4607.2021.01.10
' Universidad Nacional de Colombia.
ORcID: https://orcid.org/ 0000-0003-2306-4579
Correo electrénico: asterhom@hotmail.com
2 Universidad Nacional de Colombia.
ORcID: https://orcid.org/
3 Universidad Nacional de Colombia.
ORCID: https://orcid.org/ 0000-0002-4532-3642
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Resumen

La hiperplasia adenomatoide de glandulas salivales es una lesidon benigna rara, la cual puede simular una
neoplasia. Consiste en una hiperplasia e hipertrofia de acinos glandulares de las glandulas salivales menores,
considerandose un hamartoma, que puede presentarse en diferentes localizaciones de la cavidad oral. No se
ha asociado con ninguna condicion sistémica o local particular. Este articulo presenta un caso de hiperplasia
adenomatoide manejado en el Posgrado de Periodoncia de la Universidad Antonio Narifio, Bogotd, Colombia.
Paciente de sexo masculino con 33 afos, quien presenta una pdapula de color rosado palido en la béveda
palatina, asintomatica con diagndstico presuntivo de papiloma escamoso. Se realizé escision quirurgica, el
resultado del estudio histopatoldgico fue hiperplasia adenomatoide de glandulas salivares. En resumen, hasta
la fecha se han publicado aproximadamente 85 casos a nivel mundial en la literatura cientifica. Sin embargo,

es poco clara la etiologia y la fisiopatologia de esta lesion.

Palabras clave: hiperplasia adenomatoide de glandulas salivales, glandulas salivales menores, patologia de

glandulas salivales.

Abstract

Adenomatoid salivary gland hyperplasia is a rare benign lesion, which can mimic a neoplasm. It is charac-
terized by hyperplasia and hypertrophy of glandular acini of the minor salivary glands, being considered an
hamartoma, which can be present in different locations of the oral cavity. It has not been associated with any
particular local or systemic condition. This article presents a case of adenomatoid hyperplasia managed in the
Postgraduate Programme in Periodontology at the Antonio Narifio University. Bogota Colombia. A 33-year-old
male patient presented with a pale pink papule in the palatal vault, asymptomatic with a presumptive clinical
diagnosis of squamous papilloma. Surgical excision was performed, the result of the histopathological study
was adenomatoid hyperplasia of the salivary glands. In summary, to date approximately 85 cases have been

published worldwide in the scientific literature, yet etiology and pathophysiology of this lesion remain unclear.

Key words: Adenomatoid hyperplasia of salivary glands, minor salivary glands salivary glands pathology.

Resumo

A hiperplasia adenomatoide das glandulas salivares é uma lesao benigna rara, que pode simular uma neopla-
sia. Consiste na hiperplasia e hipertrofia dos acinos glandulares das glandulas salivares menores, considerado
um hamartoma, que pode ocorrer em diferentes localizagdes da cavidade oral. Nao foi associado a nenhuma
condigdo sistémica ou local especifica. Este artigo apresenta um caso de hiperplasia adenomatéide tratada
no curso de pds-graduagdo em Periodontia da Universidade Antonio Narifio, Bogota, Colombia. Paciente do
sexo masculino, 33 anos, apresentou papula résea clara na abébada palatina, assintomatica com diagnéstico
presuntivo de papiloma escamoso. Foi realizada excisao cirtrgica, o resultado do estudo histopatoldgico foi
hiperplasia adenomatoide das glandulas salivares. Em resumo, aproximadamente 85 casos foram publicados
em todo o mundo na literatura cientifica até o momento. No entanto, a etiologia e a fisiopatologia desta lesao

nao sao claras.

Palavras-chave: hiperplasia adenomatoide das glandulas salivares, glandulas salivares menores, patologia

das glandulas salivares.
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1. Introduccidon

La hiperplasia adenomatoide de glandulas salivales es una lesién benigna, que se
presenta con hiperplasia de acinos e hipertrofia focal glandular con potencial de cre-
cimiento limitado (1), generalmente no recurre posterior a su excision (2). La causa
de esta patologia es desconocida y no se ha encontrado asociacion con condiciones
sistémicas determinadas. Se ha postulado que el trauma local, irritacion crénica, uso
de prétesis removible, efectos medicamentosos o el habito de fumar podrian estar
relacionados (3).

Hendrickv y Tyldesley describieron por primera vez esta condiciéon en 1964
y 1967 respectivamente, pero hasta 1971 Giansanti, et al. (4) reportaron dos casos
de inflamacion palatina donde histolégicamente no se reporté ninguna anormalidad
mas que una hiperplasia de las glandulas salivales mucosas menores locales palati-
nas. Arafat, et al. (5) describieron 10 casos en 1981, posteriormente 40 casos fueron
reportados por Buchner, et al. (6) en 1991. La condicion ha sido considerada como
idiopaticay no asociada con factores que causan sialadenosis o proliferacion y agran-
damiento de los acinos glandulares.

Se ha sugerido que aparece con mayor frecuencia en el sexo masculino, pero
sin ninguna relacion con la edad del paciente, cursa generalmente asintomatica (2).
Clinicamente la mucosa oral puede aparecer normal, eritematosa, violacea, vesicular
o ulcerada y existe un reporte de queratosis estriada en la mucosa palatina similar a
liguen plano (2). La mayor parte de los casos se han ubicado en la mucosa palatina,
pero se han reportado otras ubicaciones como mucosa vestibular, mucosa labial y
zona retromolar (7-9). Los hallazgos microscopicos de la hiperplasia adenomatoide
se describen en la tabla 1.

Tabla 1. Hallazgos histologicos de la hiperplasia adenomatoide de glandulas
salivares.

Tejido/ Estructura Hallazgos *Frecuencia
Acantosis ++
o o Hiperqueratosis +
Epitelio de revestimiento » —
Prolongacion de clavos epiteliales +H
Melanosis +

Proliferacion de acinos
Acinos glandulares (Hiperplasia)

Hipertrofia +H+

+++

(continua)
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(viene)
Tejido/ Estructura Hallazgos *Frecuencia

Normales ++

Ductos Dilatados ++
Metaplasia escamosa +
Normal ot
Atréfico ++
Fibrosis focal ++

Tejido glandular Fibrosis prominente ++
Vasos sanguineos +
Infiltrado inflamatorio ++

Derrame mucoso

*+++ Siempre, ++ Con frecuencia, + Algunas veces

Fuente: elaboracion propia.

2. Reporte de caso

Descripcion clinica: Paciente de sexo masculino con 33 afos de edad manejado en
el Posgrado de Periodoncia de la Universidad Antonio Narifio Sede Bogota en sep-
tiembre de 2019, sin antecedentes familiares ni personales. El paciente refirid no ser
fumador, no utilizar dispositivos removibles, ni historia de trauma previo. Al realizar
el examen fisico se observé en la boveda palatina derecha, zona posterior una lesion
papular de color rosado palido, circunscrita de aproximadamente 6mm de diametro,
consistencia firme, base sésil y asintomatica. El diagndéstico clinico presuntivo fue
papiloma escamoso.

Procedimiento quirdrgico: Se realizd biopsia excisional de la lesidon previa
asepsia y antisepsia, bajo anestesia local infiltrativa con lidocaina al 2 % y epinefrina
1:80.000, excisién quirurgica, posterior hemostasia. El tejido se fijo en formol al 10 %,
y se envio al Servicio de Patologia Oral y Maxilofacial de la Facultad de Odontologia de
la Universidad Nacional de Colombia para estudio histopatoldgico.

Hallazgos patoldgicos

Macroscopicamente: se recibe un fragmento irregular de tejido el que mide
0.7cmX 0.5cmX 0.2cm color pardo, consistencia eldstica se procesa todo el tejido en
un bloque.

Microscopicamente: se realizaron multiples cortes seriados con coloracion
de hematoxilina eosina, donde se observé una lesién representada por un aumento
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en la cantidad de tejido glandular salival con predominio de acinos mucosos algunos
hipertréficos, estructuras ductales y patron lobular, separadas por septos fibrosos,
con revestimiento aislado pequefio de epitelio escamoso estratificado acantésico con
prolongacion de clavos epiteliales.
Diagndstico: hiperplasia adenomatoide de glandulas salivales mucosas.
Tratamiento: el tratamiento de la lesion fue la escision quirdrgica, seguimiento
y evolucion satisfactoria del paciente.

Figura 1. Ay B. Localizacién y aspecto clinico de la lesion. Lesion papular de 0.6mm
de diametro, color rosado palido, u?i%adg en lah zona posterior de la béveda palatina
ado derecho

Fuente: elaboracién propia.

Figura 2. Vista Panoramica: Aumento 10X. Se observa fragmento de epitelio de reves-
timiento, escamoso estratificado acantdsico con prolongacién de clavos epiteliales,
Estroma subepitelial fibrolaxo con proliferacién de acinos mucosos y ductos de patrén
lobular. (Coloracién hematoxilina & eosina)

Fuente: elaboracién propia.
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Figura 3. Aumento 40X: Proliferacién de tejido glandular salival acinos mucosos,
algunos hipertréficos de patron lobular con estructuras ductales dilatadas. (Coloracién
hematoxilina & eosina)

Fuente: elaboracién propia.

3. Discusidn

La hiperplasia adenomatoide de glandulas salivales es una lesién hiperplasica be-
nigna, considerada como un hamartoma, de baja frecuencia en la cavidad oral. Se
reporté por primera vez en 1971 (4) y hasta 2014 se habian reportado 82 casos en la
literatura cientifica (8). A la fecha existen tres reportes adicionales de casos con diag-
noéstico confirmado. La tabla 2 muestra la lista de los reportes mencionados (3,10,11).
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Tabla 2. Lista de reportes de casos de hiperplasia adenomatoide de glandulas
salivales publicados entre 2014 a la fecha en idioma inglés.

Autor/aiio #casos Sexo Edad Sintomas An!:ecg d?ntes Localizacion Dnagnosifnco
sistémicos presuntivo
Mucosa bucal Neoplasia
Dereci et al 2014 1 M 48 No No o de glandula
izquierda h
salivar
1 retromolar
1 reborde
1 zona bucal
Gunhan et al 2017 11 ND ND ND 2 parétida
3 amigdalas
3 no especifi-
cados
) 64 :
Srikanth et al 2019 2 M 70 No No Paladar duro Fibroma

ND: no disponible.

Fuente: elaboracion propia.

En 1991 la Organizacion mundial de la salud (WHO) clasifico las lesiones tu-
mor-like de glandulas salivales incluyendo: sialodenitis, oncocitosis, sialometaplasia
necrotizante, lesiones linfo-epiteliales benignas, quistes de los ductos salivares, sialo-
denitis esclerosante cronica de la glandula submandibular e hiperplasia linfoide quis-
tica de la glandula submandibular en pacientes VIH. Esta clasificacion no incluyo la
hiperplasia de las glandulas salivares mayores ni menores las cuales pueden simular
un proceso neoplasico (12). Posteriormente, en 2019 Aframian, et al. (13) clasificaron
las lesiones de glandulas salivales menores de acuerdo a sus caracteristicas histolo-
gicas e inmunohistoquimicas incluyendo en su clasificacion la hiperplasia adenoma-
andulas salivales como una entidad de etiologia indefinida (tabla 3).

toide de g

Tabla 3. Patologia de glandulas salivales menores Aframian, et al. (13).

Patologias del  Lesjones reac- Metabdlicas Condiciones latrogénicas Etiologfa
desarrollo tivas inflamatorias e desconocida
inmunolégicas

Hemocroma- Mucoceles Metabolismo Sialoadenitis Reaccién a Sarcoidosis
to-sis neonatal alteradodelos  alérgica cuerpo extrafio

lipidos del 4cido hialu-

rénico

Sindrome de Sialometa- Granulomatosis Queilitis
Van der Woude pla-sia necroti- orofacial Glandular

zante aguda

(continua)
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(viene)
Polineuropatia Sindrome de Hiperplasia
amiloidética Sjogren adenomatoide
familiar las glandulas sa-

livales menores

Enfermedad de
injerto contra
huésped

Enfermedad
relacionada con
leG4

Esclerodermia
sistémica

Fuente: elaboracion propia.

Dentro de sus caracteristicas, se ha descrito que no tiene preferencia étnica,
es mas frecuente en hombres, el rango de edad varia entre los 26 -67 afios con un
promedio de 50.2 afos (2), y en el 80 % de los casos se presenta en el paladar (blando
y duro) (6), no obstante, puede localizarse también en labios (14), zona retromolar
(9,15) y amigdalas (3). Los datos reportados son similares a los encontrados en el
presente caso, donde el paciente fue de sexo masculino, con 33 afios de edad vy la
lesion se localizd en la boveda palatina. Las lesiones se han descrito como asin-
tomaticas. Sin embargo, diversos autores (2,9,16) han mencionado la presencia de
sintomatologia dolorosa.

Hasta el momento no se ha determinado un agente causal de la aparicion de
la lesion, pero se han descrito que ciertas condiciones sistémicas como neuropatias,
nefropatias, y endocrinopatias como la diabetes mellitus, alcoholismo, menopausia 'y
sindrome de Sjogren podrian participar en su etiologia. Ademas, el consumo de cier-
tos medicamentos se encuentra asociados a hiperplasia en las glandulas salivares
mayores, tales como el bretilio, la nifedipina, el isoproterenol y antihipertensivos como
la clonidina (12). Sin embargo, no se ha observado un impacto de estas condiciones
en las glandulas salivares menores, por lo cual no se consideran como agente causal
(4,5). Barret, et al. (2) describen que el trauma crénico podria ser un factor de riesgo,
dado que en su estudio de 20 pacientes reportados; 10 utilizaban protesis y 4 de estos
adicionalmente eran fumadores. Buchner, et al. (6) encontraron que tan solo 3 de 40
pacientes presentaron una lesion asociada al uso de protesis total. En el presente caso
el paciente no utilizaba protesis total ni era fumador.

Histopatolégicamente la hiperplasia adenomatoide se ha descrito como una
lesion compuesta por proliferacion de abundantes acinos glandulares predominante-
mente MUCcosos y en menor proporcion mixtos o serosos, algunos hipertréficos con
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ductos glandulares con moderada dilatacion y en ocasiones cambios metaplasicos,
de patron lobular revestidos por epitelio escamoso estratificado acantésico con pro-
longacion de clavos epiteliales, en algunos casos hiperqueratosis y en pacientes fu-
madores melanosis. El tejido conectivo subyacente se compone de fibras colagenas,
fibroblastos y vasos sanguineos, eventualmente se observa infiltrado inflamatorio
cronico mononuclear. Los Iébulos glandulares pueden aparecer atréficos delimitados
por abundante fibrosis (2,10). Las coloraciones de histoquimica con Mucicarminy PAS
(Acido peryodico de schiff) son positivas (12).

Los marcadores de inmunohistoquimica destacan las diferencias de tamafo
de los acinos con positividad para CK7, las células mioepiteliales que rodean los aci-
nos de todos los tamafos marcan para alfa actina de musculo liso (13). El tratamiento
de eleccion para la hiperplasia adenomatoide de glandulas salivales es la excision
quirdrgica y no tiene tendencia a recurrir (5). Manor, et al. (1), realizaron estudio ci-
togenético en una lesion con diagndstico de hiperplasia adenomatoide de glandulas
salivales, encontraron una traslocacion t (2,14) (q21; g22) que no habia sido reportada
previamente y que es relevante dado que la traslocacion t (2;14) ha sido asociada a
tumores malignos, pero con puntos de quiebre diferentes al hallado en la lesién. Esta
informacion es un punto de partida en su andlisis genético, sin embargo, debe ser
tomada con cautela dado que es el Unico reporte.

En el presente caso, el diagndstico clinico presuntivo fue papiloma escamoso,
no obstante, se descarté por sus caracteristicas histoldgicas. El papiloma escamoso
es reconocido por ser una lesion papilomatosa, con severa acantosis e hiperparague-
ratosis, eventualmente con presencia de coilocitos y estroma subepitelial fibrovascu-
larizado, descripcion no compatible con las caracteristicas de la muestra analizada
(18). Por sus caracteristicas clinicas la sialoadenitis ha sido descrita como un diagnés-
tico diferencias frecuente (2,5,6). Esta patologia comprende un desorden inflamatorio
causado por obstruccion de los conductos de las glandulas salivales por sialolitos o
en algunos casos por agentes infecciosos como bacterias (Staphylococcus aureus)
0 virus como paramixovirus, citomegalovirus, coxackie virus, parainfluenza tipo |, Il e
influenza A. Cursa con dolor, inflamacion y enrojecimiento, puede tener drenaje de pus
y principalmente se presenta en la glandula parétida y submandibular. Su tratamiento,
cuando es obstructiva es quirdrgico, si es de origen bacteriano, requiere antibioticos,
mientras las infecciones virales son autolimitantes (17).
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4. Conclusiones

La patologia de glandulas salivales es considerada un area de alta complejidad debi-
do a la variedad de entidades tanto inflamatorias como tumorales las cuales pueden
representar un reto para su diagnostico. La hiperplasia adenomatoide de glandulas
salivales es una lesion de glandulas salivales menores considerada dentro del gru-
po enfermedades que simulan una entidad tumoral (Tumor-like), es importante el
conocimiento a fondo de esta condicidn para diferenciarlo de lesiones tumorales e
inflamatorias. su diagndstico debe ser realizado por patélogos expertos en patologia
oral y maxilofacial y si se considera necesario apoyarse en otras herramientas diag-
nosticas tales como la histoquimica, la inmunohistoquimica y la patologia molecular.
Hasta el momento la literatura mundial ha publicado escasos reportes de casos, en
Colombia este articulo representa el primer caso reportado, el cual condensa la infor-
macion publicada desde 1971 a la fecha. Sin embargo, se hace necesario ampliar el
espectro del estudio, de tal forma que canalice aspectos etiolégicos, fisiopatolégicos
y genéticos.
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