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RESUMEN

El adenoma canalicular (AC) es una neoplasia epitelial benigna infrecuente de las glandulas
salivales menores localizada principalmente en el labio superior. Se manifiesta como un noé-
dulo menor de 3 centimetros, indoloro, no ulcerado y de crecimiento lento. El diagnéstico di-
ferencial se debe hacer con otros tumores de las glandulas salivales como adenoma de células
basales, adenoma pleomoérfico y carcinoma adenoide quistico.

Se presenta el caso de una paciente con antecedente de adenoma canalicular en el labio su-
perior extirpado 13 afos antes, que consulté en junio de 2015 por una lesion de 8 mm de dié-
metro en la misma localizacién. En septiembre del mismo afio se reseco la lesion, incluyendo
la glandula salival accesoria adyacente. El estudio histopatoldgico confirmé nuevamente el
diagnostico de AC y mostrd multifocalidad del tumor en la gldndula salival accesoria.
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SUMMARY

Multifocal canalicular adenoma of the upper lip: a
case report and literature review

Canalicular adenoma is an unusual benign epithelial
neoplasm of the minor salivary glands located
primarily on the upper lip. It appears as a slow-
growing node, less than 3 cm in diameter, painless,
and non-ulcerated. Differential diagnosis should be
made with other tumors of the salivary glands such
as basal cell adenoma, pleomorphic adenoma and
adenoid cystic carcinoma.

We report the case of a female with a history of
canalicular adenoma (CA) on the upper lip, removed
13 years before, who consulted on June 2015 because
of a mass, 8 mm in diameter with the same location
as the previous lesion. On September 2015, the lesion
and the accessory salivary gland were removed.
Histopathological study found the same diagnosis
as before (CA), and revealed multifocality of the
neoplasm in the accessory salivary gland.
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RESUMO

Adenoma canalicular multifocal do Iabio superior:
reporte de um caso e revisao da literatura

O adenoma canalicular (AC) ¢ uma neoplasia epite-
lial benigna infrequente das glandulas salivais meno-
res localizada principalmente no ladbio superior. Se
manifesta como um ndédulo menor de 3 centimetros,
indolor, ndo ulcerado e de crescimento lento. O diag-
nostico diferencial se deve fazer com outros tumores
das glandulas salivais como s&o: adenoma de células
basais, adenoma pleomorfico y carcinoma adenoide
cistico.

Se apresenta o caso de uma paciente com antece-
dente de adenoma canalicular no I&bio superior ex-
tirpado 13 anos antes, que consultou em junho de
2015 por uma lesdo de 8 mm de didmetro na mesma
localizagdo. Em setembro do mesmo ano se resse-
cou a lesdo, incluindo a glandula salival acessoria
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adjacente. O estudo histopatoldgico confirmou nova-
mente o diagndstico de AC e mostrou multifocalidade
do tumor na glandula salivar acessoria.
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Adenoma; Glandulas Salivais: Glandulas Salivais Me-
nores; Neoplasias da Boca

INTRODUCCION

Los tumores de glandulas salivales constituyen del 2 %
al 6,5 % de todas las neoplasias de cabeza y cuello. El
80 % son de origen epitelial y el 75 % son benignos; el
mas frecuente es el adenoma pleomorfico (1). Existen
otros tipos de adenoma, entre ellos el canalicular, tér-
mino acufiado en 1953 por Bauer y colaboradores (2),
retomado en 1983 por Gardner y colaboradores (3) y
finalmente incluido en la clasificacion de la Organiza-
cion Mundial de la Salud del ano 2005 (4).

A continuacién describimos un caso de adenoma
canalicular (AC) multifocal con antecedente de un
tumor similar en la misma localizacién resecado 13
anos antes.

PRESENTACION DEL CASO

Mujer de 58 anos que consultd en junio de 2015 por
presentar un nddulo eldstico de 8 mm de didmetro y
10 meses de evolucidon en el labio superior. Tiene el
antecedente de una lesion de caracteristicas similares
en la misma localizacion resecada 13 afos antes, que
fue diagnosticada como compatible con AC de célu-
las basales de glandula salival menor.

Se extirpé completamente la lesion actual junto con
una glandula salival accesoria adyacente. Se obtuvie-
ron dos fragmentos de tejido: el primero de 0,8 x 0,8 x
0,6 cm, pardo con superficie externa lisa y consisten-
cia firme; el segundo, de 0,4 x 0,3 x 0,3 cm, pardo cla-
ro de consistencia blanda. EI estudio histopatoldgico
de la lesién mostrd un nddulo tumoral encapsulado
constituido por células columnares dispuestas en cor-
dones de una o dos hileras, que se interconectaban
en algunas zonas para formar estructuras tubulares
semejantes a ductos. Algunos de estos estaban dilata-
dos formando pseudoquistes ocupados por material
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eosindfilo y ocasionales histiocitos espumosos. En
medio del componente epitelial, se reconoci® un
estroma de tejido conectivo laxo mixoide ricamen-
te vascularizado. No se observaron pleomorfismo,
necrosis ni mitosis atipicas (figura 1). Los estudios de
inmunohistoquimica mostraron en las células tumo-
rales positividad fuerte y difusa con los marcadores
pancitoqueratina (AE1-AE3), S100, CEAp y vimenti-
na; positividad focal con el antigeno de membrana
epitelial (EMA, por su sigla en inglés) y proteina acida
glial fibrilar (GFAR por su sigla en inglés). El indice de
proliferacién celular con Ki67 no superd el 2 % y los
marcadores para células mioepiteliales, calponina y
p63 fueron negativos (figura 2). Con estos hallazgos se
hizo el diagnostico de AC de glandula salival menor.

El segundo fragmento correspondid a una glandula
salival menor constituida por I6bulos de acinos mu-
cosos y el sistema usual de ductos. Se identificaron
tres focos incipientes de una lesién tumoral nodular
no encapsulada; el mayor de 1,1 mm, de caracteristi-
cas morfoldgicas similares a las del tumor ya descrito.
Los estudios de inmunohistoquimica mostraron en
los focos de células tumorales positividad fuerte y di-
fusa con los marcadores pancitoqueratina (AE1-AE3)
y S100. Fueron negativos para células mioepiteliales,
los marcadores calponina y p63. Estos hallazgos se
interpretaron como focos incipientes de AC que sugi-
rieron multifocalidad de esta neoplasia (figura 3). En
el seguimiento de 5 meses no se ha observado recu-
rrencia de la lesion.

Figura 1. Adenoma canalicular. A. Nédulo circunscrito y encapsulado (HE, 2,5X). B. Se observan cordones de doble fila de células columnares o cdbicas con
patron alternante (HE, 20X). C. Los cordones que estdn en contacto estrecho se separan para formar estructuras similares a ductos (HE, 40X). D. Estroma laxo

mixoide ricamente vascularizado, (HE, 40X)
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Figura 2. Marcadores de inmunohistoquimica. A. Positividad nuclear y citoplasmadtica para S100 (40X). B. Positividad citoplasmatica fuerte y difusa con
AE1-AE3 (40X). C. Positividad citoplasmatica en degradé con vimentina (40X). D. Positividad citoplasmatica con CEA (40X). E. Calponina negativa (40X). F. Ki67
menor del 2 % (40X)

3A 3B

Figura 3. Glandula salival accesoria. A. Se observan tres focos incipientes de adenoma canalicular (HE 2,5X). B. Estos focos son positivos para $100 (2,5X)
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DISCUSION

EI AC es una neoplasia epitelial benigna infrecuente (1
% de las neoplasias de glandulas salivales), que se ori-
gina casi exclusivamente en las glandulas salivales me-
nores. Se localiza en la cavidad oral con predileccion
por el labio superior (70 % a 90 % de los casos) y rara
vez en otros sitios, como el paladar y la parétida (1,3,5-
9). Suele presentarse en adultos mayores de 50 anos
con maxima incidencia en la séptima década. Es mas
comun en mujeres que en hombres (relacion 2:1) (5,7).
Estos tumores se manifiestan como ndédulos submuco-
sos, indoloros, no ulcerados de crecimiento lento, que
miden de 0,5 a 3 cm (1,5,7). Rara vez son multifocales
(1,3,7,10) y de acuerdo con Thompson y colaborado-
res, esto se presenta en el 9 % de los casos (5).

HALLAZGOS MORFOLOGICOS

Macroscopicamente se observan como nddulos cir-
cunscritos y usualmente encapsulados. En la histopa-
tologia, se observan cordones de doble fila de células
columnares o cubicas con patrén alternante descrito
como “collar de perlas” (beading): 1os cordones se dis-
ponen paralelamente en contacto estrecho y poste-
riormente se separan formando estructuras similares
a ductos que dan origen al término “canalicular” de
este tumor (1,3,4,5-9,11-14). Estas estructuras similares
a ductos, pueden dilatarse y llegar a conformar quistes
con formaciones papilares (1,5,11). Se pueden obser-
var moérulas de células epiteliales intraluminales e his-
tiocitos espumosos (5).

Las células tumorales son mondétonas con bordes indis-
tinguibles, ntcleos ovales o redondos y sin evidencia
de mitosis (1,4,5,7). Un hallazgo histoldgico importante
es la ausencia de células mioepiteliales (5). EI estroma
es mixoide, edematoso, hipocelular y ricamente vascu-
larizado por vénulasy capilares congestivos (1,3-7). No-
dulos multifocales no encapsulados de caracteristicas
histoldgicas similares se localizan adyacentes a la masa
principal; este hallazgo es més evidente en la microsco-
pia que en la clinica (1,7,15,16).

INMUNOHISTOQUIMICA

Este tumor es positivo para pancitoqueratinas (AE1-
AE3), S100, SOX 10 y vimentina. La GFAP puede ser

positiva en un patrén aislado y lineal en la interfaz
del tumor con el tejido conectivo (1,5,17-19). La ex-
presion del EMA es variable (1,4-6,14,18) y el indice de
proliferacién celular con Ki67 es menor del 2 % (18).
Los marcadores utilizados para la demostracién de
células mioepiteliales: calponina, actina del musculo
liso, miosina de cadena pesada y p63 son negativos
(1,5,18).

HISTOGENESIS

Para algunos autores el AC se origina de las células
[uminales de los ductos intercalares (5), mientras que
para otros, los hallazgos ultraestructurales y de inmu-
nohistoquimica sugieren que se origina de una célula
intermedia con caracteristicas de ducto intercalar y
estriado (20).

DIAGNOSTICO DIFERENCIAL

Los diagnosticos diferenciales més importantes son
los siguientes: adenoma de células basales, carcino-
ma adenoide quistico y adenoma pleomorfico (1). EI
70 % de los adenomas de células basales se presentan
en la glandula pardtida y el 20 % en el labio superior
(1). La variante tubular, compuesta por pequenas es-
tructuras similares a ductos constituidos por células
columnares uniformes sin evidencia de mitosis atipi-
cas puede recordar la morfologia del AC; sin embar-
go, los marcadores mioepiteliales son con frecuencia
positivos en los adenomas basales tubulares y negati-
vos en el AC (1,5).

El adenoma pleomoérfico presenta una matriz mixo-
condroide y posee células mioepiteliales positivas
para p63, calponina, actina del musculo liso y miosi-
na de cadena pesada (5,18). Otra diferencia con el AC
es que la GFAP no presenta patron lineal sino positivi-
dad fuerte y difusa en las células tumorales (17).

El carcinoma adenoide quistico muestra un patrén
bifasico infiltrativo con invasiéon perineural, células
mioepiteliales identificables por inmunohistoquimi-
ca, estroma pobremente vascularizado, mitosis fre-
cuentes y Ki67 mayor del 20 % (5,13,18).
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TRATAMIENTO

El tratamiento del AC es quirtrgico con reseccién lo-
cal. EI pronéstico es excelente (4,9) y no se produce
recurrencia después de la escisiéon completa (19).

CONCLUSION

Los AC de glandula salival son neoplasias benignas
infrecuentes con multifocalidad menor del 10 %. En
nuestro caso, la presencia de multiples focos tumo-
rales en la glandula salival accesoria extirpada, como
se observa en la figura 3, plantearia la posibilidad de
desarrollar otros AC en la misma localizacion.
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