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Articulo

ENFERMEDAD POLIQUISTICA DE LA PAROTIDA. REVISION
SOBRE UN CASO CLINICO POCO FRECUENTE A NIVEL MUNDIAL.

Granados Colocho JF, Acosta Moyano A, Contreras Morillo MA, Yanez Vilas Jl, Bermudo Anino L.
Servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial, Hospital Regional Universitario de Mdlaga..

INTRODUCCION

De las enfermedades relacionadas con quistes, la
gran mayoria suelen diagnosticarse en érganos blan-
dos como los rinones, ovarios o el pdncreas. Sin em-
bargo, existe una clase poco frecuente que afecta a
las gldndulas salivales y tiene hallazgos histopatologi-
cos que asemejan patologias poliquisticas; y a pesar
de afectar alas glandulas salivales, no se han encon-
trado asociaciones clinicas con otros organos.

La patologia poliquistica de gldndulas salivales repre-
senta solamente el 6% de todas las enfermedades
que cursan con inflamacién parotidea. Con mayor
frecuencia es diagnosticada en mujeres, desde eda-
des infantiles hasta la adultez tempranag; presentdn-
dose con una evolucion benigna. @

Existen tres patologias quisticas no neopldsicas que
pueden afectar a la gldndula parotidea: @

+ Quiste ductal salival
+ Adenosis poliquistica esclerosante

*+ Enfermedad poliquistica disgenética de la pa-
rotida

La primera, no suele presentar multiples quistes,
sino un quiste simple de origen congenito o adqui-
rido. Constituye cerca del 10% de todas las lesiones
quisticas salivales. Esta patologia suele ser adquirida,
debido a la obstruccion del conducto salival, ya sea
por cdlculos, mucosidad o metaplasias oncologicas;
gue terminan produciendo la lesion. Aunque, la ma-
yoria suelen ser lesiones benignas, confirmadas mi-
croscopicamente con produccion anormal y nodular
de la cdpsula quistica. Raramente involucra gldndulas
salivales mayores, y en caso de afectarla suele ser
unilaterales, indoloros y sin predileccion por género
alguno. @

La segunda patologia aunque afecta a la glandula
parotida, también afecta a las  gldndulas subman-
dibulares y comparte las caracteristicas anatomo-
patologicas de las mastopatias benignas incluida la
mastitis quistica. Esta patologia suele ser ligeramente
mMds frecuente con un total de 36 casos descritos en
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la literatura. Sin embargo, estas lesiones suelen ser
solitarias y unilaterales, con hiperplasia epitelio atipica
aungue no se ha reportado su degeneracion carcino-
matosa, esta no se puede descartar. @

La enfermedad poliquistica disgenética de la glan-
dula parotida (EPP); fue descrita por primera vez en
1962, siendo tan poco frecuente que solo han sido
descritos 17 casos en la literatura mundial (Tabla 1).
Es por tanto, debido a la importante sintomatologia
clinica que presenta, que se convierte en un impor-
tante diagnodstico diferencial a considerar entre las
multiples causas de patologias salivales. En los casos
previomente reportados, esta patologia suele cursar
con inflamacion poco o nada dolorosa de la pardtida
y de curso silente. @9

Esta patologia es atipica, ya que se cree que puede
ser hereditaria, con un patron autosémico dominan-
te. Sin embargo, el vinculo normal aparece invertido,
afectando en varias familias Unicamente a mujeres,
siendo los casos en el sexo masculino los mds raros,
ya que solo han sido descritos tres casos. Este com-
portamiento genético anormal, condiciona el uso del
término disgenético en esta patologia. @ (Tabla 1)

Otros mecanismos causales alternativos a este com-
ponente genético, han sido propuestos como la reten-
cion de secreciones o el desarrollo malformativo del
sistema ductal glandular. Sin embargo, la causa subya-
cente de esta patologia alin no esta clarificada. ©

El papel hormonal también ha sido propuesto como
exacerbante de esta patologia; ya que el embara-
z0 propicid la sintomatologia descrita en el caso de
Brown et al. (tabla 1), la cual disminuyo en los primeros
meses posteriores al parto. A pesar de esto, dicha
vinculacion no ha sido encontrada en los demdads ca-
sos. @
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CASO CLINICO

Una paciente de 26 anos acude a nuestra consulta,
sin antecedentes clinicos de importancia, ni hdbitos
deletéreos. Su historia familiar no reveld ningun an-
tecedente de cuadros clinicos similares. Al momento
de la consulta acude con un cuadro clinico de 2 anos
de evolucion con importantes episodios inflamatorios
a nivel del area parotidea derecha junto a sintomas
de dolor a la palpacion y ocasionalmente sialorrea,
asi como un incremento paulatino en el tamano de
la glandula parotida. No existen cuadros traumdaticos,
oticos u odontologicos asociados previomente o du-
rante la historia clinica actual.

Durante su exploracion, se evidencid un importante
componente inflamatorio diseminado a nivel pre-au-
ricular derecho sin adenopatias ni nédulos regionales
(Figura 1). Tampoco se detectaron parestesias, pro-
cesos febriles, ni sintomas constitucionales. No se
asocia odinofagia, dolor articular ni limitaciones para
la movilidad mandibular. A la exploracion intraoral no
se encontraron focos dentales ni alteraciones en oro-
faringe. Ante estos hallazgos clinicos se decide reali-
zar pruebas de imagen complementarias.

RESULTADOS

Una ecografia de glandula pardtida, encuentra lesio-
nes anecoicas, sin flujo interno sugestivas de lesiones
quisticas multiples. Posteriormente, para su confir-
macion se realiza una resonancia magnética que de-
tecta multiples imdagenes nodulares en pardétida dere-
cha, abarcando tanto el lébulo superficial como ldbulo
profundo (Figura 2). Finalmente, una tomografia axial
computarizada revelo la presencia de dichos nodulos
con calcificaciones en su interior; sin detectarse ade-
nopatias regionales asociadas, durante esta prueba
se analizd a nivel adbdominal érganos como rinones y
pancreas, no encontrandose otras lesiones quisticas
similares.

Se realiza una puncidn aspiracion con aguja fina, con
hallazgos sugerentes de lipoma. Por lo cual ante el
cuadro clinico y los hallazgos de pruebas complemen-
tarias, se decide intervencion quirdrgica para biopsia
y eliminacion de volumen de tejido glandular; reali-
zando parotidectomia unilateral con preservacion del
nervio facial ipsilateral.

La pieza patoldgica obtenida, fue analizada histolo-
gicamente, evidenciando dilataciones quisticas de los
conductos terminales del tejido glandular, conservan
septos interlobulares normales con acinos seroso re-
siduales, con fibrosis intersticial y signos histolégicos
de inflamacién. Hallazgos concordantes con la poco
frecuente EPP.
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DISCUSION

La presentacion clinica del caso presentado al igual que
esta patologia, suele cursar con episodios inflamatorios
recurrentes, generalmente indoloros a excepcion que
se acompane de procesos infecciosos. Es tipica la apa-
riencia tumefacta de la gldndulay suele ser poco comun
lo presencia de quistes en otros 6rganos, las cuales he-
mMos descartado con estudios complementarios.

En relacion con la escasa cantidad de casos publica-
dos desde la década de los 60, el rango de edad de su
diagndstico suele ser bastante amplio, desde los 6 anos
hasta los 83; aungue su mayor frecuencia suele estar
entre la 2a y 4a década de la vida. Como se ha sido
descrito previamente, el género femenino suele pre-
dominar entre los casos publicados hasta la fecha; por
tanto la edad y el género de nuestra paciente, son com-
parables con las caracteristicas epidemioldgicas de la
mayoria de los otros 17 casos publicados hasta la fecha.

El mecanismo causal subyacente, como se describio
previamente aun se encuentra por confirmar; en el caso
presentado no se encontrod vinculacion familiar; por tan-
to su posible factor etiopatogeénico, se relaciona mds
a un posible origen de desarrollo malformativo a nivel
ductal.

Actualmente no existe una prueba que se pueda con-
siderar el Gold Standard para su diagnéstico. Pruebas
diagndsticas como la sialografia permiten delinear el ar-
bol ductal de la gldndula; sin embargo, no llega a obtener
una imagen caracteristica de esta patologia. Por tanto,
pruebas complementarias como la ecografia, resonan-
cia magnética o la tomografia computarizada, se vuel-
ven Utiles para demostrar quistes e inflamacion a nivel
glandular.

De esta forma la resonancia magnética (Figura 2) se
convierte en la prueba de imagen diagnéstica mads re-
levante, por sus caracteristicas favorables para esta
patologia detectando quistes en el parénguima glan-
dular, con marcado agrandamiento del tejido glandular.
La EPP es compatible con nuestros hallazgos, que iden-
tifican lesiones poliquisticas encontradas en el dbulo
superficial y profundo de pardtida derecha en nuestra
paciente.

Otros dos casos han sido publicados; sin embargo, sus
cuadros clinicos se limitan a gldndulas salivales meno-
res sin involucrar la gldndula pardtida. En el primero de
ellos Garcia et al. presenta un caso con afectacion uni-
camente submakxilar ciertamente poliquistico, en un pa-
ciente masculino y de manera bilateral. En el otro caso
clinico, Srikant et al. presenta una unica lesion quistica
en una glandula salival labial. Por tanto, debido a estas
variaciones tanto epidemiologicas como histopatolégi-
cas, y ante la ausencia de otros casos con limitacion a
gldndulas salivales menores, el andlisis del caso
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presentado en este estudio se suscribe a casos po-
liquisticos cuyo cuadro patologico involucra esencial-
mente a la pardtida. ©7

Debido a que las lesiones quisticas encontradas, pue-
den presentarse en multiples patologias glandulares,
se vuelve importante considerar diversos diagnosti-
cos diferenciales, incluyendo cambios quisticos en el
contexto de patologias neopldsicas de base, como
tumor de Whartin, adenoma pleomarfico, carcinoma
mucoepidermoide y carcinoma adenoide quistico. Es-
tas patologias a diferencia de la EPP, a menudo pre-
sentan quistes pre-auriculares y superficiales, aleja-
dos del cuerpo glandular. @

Asi mismo, a diferencia del quiste ductal, en el caso
actual se presenta una afectacion poliquistica y en
comparacion con la adenosis esclerosante, la hiper-
plasia epitelial atipica no fue encontrada. Microsco-
picamente, en la EPP se suelen apreciar nodulos que
son reemplazados por gquistes de varios tamanos,
con secreciones salivales. Como ha sido confirmado
en el caso actual.

Otras patologias como los quistes linfoepiteliales,
suelen presentarse asociados a nédulos linfdticos vy
no al parénguima glandular como sucede en la EPP.
Asi mismo suelen presentarse en pacientes inmuno-
comprometidos. ®

El tratamiento de esta patologia, al tener un compor-
tamiento benigno, se ve condicionado a la sintoma-
tologia y al cuadro clinico dolente de esta. El trata-
miento adecuado es la parotidectomia. En caso de
no lograr una exéresis completa del tejido afectado el
caso presentard riesgo de recurrencia.. -2

En el caso presentado posterior a la intervencion qui-
rdrgica no se volvié a encontrar nuevas lesiones, uni o
bilaterales. Sin embargo, la vigilancia a largo plazo es
importante tanto para descartar recurrencias como
para detectar nuevas lesiones contralaterales. ©

CONCLUSIONES

* Entre las enfermedades benignas de las glan-
dulas salivales es necesario considerar la EPP
debido a su sintomatologia de fdcil confusion con
otras enfermedades.

* La EPP es un proceso enteramente benigno que
muchas veces se interviene debido a razones
cosmeticas y sintomdticas, pero cuyo diagnostico
es de principal importancia para descartar otras
patologias no benignas.

+ Un seguimiento a largo plazo es recomendable
para descartar recurrencias y la implicacion de
otras gldndulas salivales, debido al poco cono-
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cimiento gue se tiene con la literatura cientifica
actual.

+ Es necesario reportar cada vez mds casos, con
el fin de establecer guias de diagndstico y trata-
miento de esta patologia.
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Tablal.- Casos reportados de adenosis poliquistica hasta 2016. (Eley et al. Polycystic Parotid

Disease. J Oral Maxillo fac Surg.). ©38)

ESTUDIO | GENERO |  EDADDEINICIO UNI/BILATERAL

Caso Actual Femenino Unilateral
Guledgud et al Masculino 83 Unilateral
Koudounarakis et al Femenino 62 Bilateral
Kumar et al Femenino 19 Unilateral
Elev et al Masculino 8 Bilateral
Lavfield Masculino 21 Bilateral
Ficarra et al Femenino 32 Bilateral
Ortiz-Hidalgo y De La Vega Feminino 65 Unilateral
Brown et al Feminino 31 Bilateral
McFerran y Gallimore Femenino 39 Unilateral
Smyth y High Femenino 18 Bilateral
Batsakis y Luna Femenino 26 Bilateral
Femenino 16 Bilateral
Femenino 32 Bilateral
Dobson Femenino 28 Bilateral
Seifert y Donath Femenino 6 Bilateral
Femenino 65 Unilateral
Milhalyka Femenino 67 Bilateral
Figura 1. Fotografia frontal del paciente en la que Figura 2. Resonancia magnetica en la que puede
puede observarse tumefaccion del lado derecho. observarse la presencia de multiples imagenes

nodulares en la gldndula pardtida derecha.
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Normas de publicacion

NORMAS DE PUBLICACION

La Revista Andaluza de Cirugia Bucal publica articulos cienti-
ficos relacionados con el campo de la Cirugia Bucal que sean
de interés para cualquier odontoestomatologo que desa-
rrolle dicha drea en su prdactica profesional.

El Comité Editorial seguird de forma estricta las directrices
expuestas a continuacion, siguiendo la normativa de Van-
couver. Los articulos que no se sujeten a ellas seran devuel-
tos para correccion, de forma previa a la valoracion de su
publicacion.

Todos los articulos remitidos a esta revista deberdn ser ori-
ginales, no publicados ni enviados a otra publicacion, siendo
el autor el Unico responsable de las afirmaciones sostenidas
en él.

Todos aquellos autores que quieran mandar su articulo cien-
tifico podrdn hacerlo enviandolo via e-mail revista@aacib.es,
enviando un archivo con el texto del manuscrito en formato
Word para PC, y las imdagenes en archivos distintos en for-
mato TIFF o JPG.

TIPOS DE ARTICULOS

1. Articulos originales, que aporten nuevos datos clinicos o de
investigacion bdsica relacionada con la Cirugia Bucal.

2. Revisiones y puesta al dia que supongan la actualizacion,
desde un punto de vista critico cientifico y objetivo, de un
tema concreto. No existe limitacion en el numero de citas
bibliograficas, si bien se recomienda al autor o autores, que
sean las minimas posibles, asi como que sean pertinentes
y actualizadas. Ademds, dado el interés prdctico de esta
publicacion, el texto debe estar apoyado en un adecuado
material iconografico.

3. Resumenes comentados de literatura actual. Serdn en-
cargados por la Revista a personas cudlificadas e interesa-
das en realizar una colaboracion continuada.

4. Casos clinicos, relacionados con problemas poco frecuen-
tes 0 que aporten nuevos conceptos terapeéuticos, serdn
publicados en esta seccion. Deben contener documentacion
clinica e iconogrdfica completa pre, per y postoperatoria, y
del seguimiento ulterior, asi como explicar de forma clara el
tratamiento realizado. El texto debe ser conciso vy las citas
bibliograficas limitarse a las estrictamente necesarias. Re-
sultardn especialmente interesantes secuencias fotografi-
cas de tratamientos multidisciplinarios de casos complejos
0 técnicas quirdrgicas.

S. Cartas al director que ofrezcan comentarios o criti-
cas constructivas sobre articulos previamente publicados
u otros temas de interés para el lector. Deben tener una
extension maxima de dos folios tamano DIN-A4 escritos
a doble espacio, centradas en un tema especifico y estar
firmadas. En caso de que se viertan comentarios sobre un
articulo publicado en esta revista, el autor del mismo dis-
pondrd de la oportunidad de respuesta. La pertinencia de
su publicacion serd valorada por el Comité Editorial.

B. Otros, se podrdan publicar, con un formato independiente,
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documentos elaborados por Comités de Expertos o Corpo-
raciones de reconocido prestigio gue hayan sido aceptados
por el Comité Editorial.

AUTORES

Unicamente serdn considerados como autores aguellos in-
dividuos que hayan contribuido significativamente en el de-
sarrollo del articulo y que, en calidad de tales, puedan to-
mar publica responsabilidad de su contenido. Su nimero, no
serd, salvo en casos excepcionales, superior a 7. A las perso-
nas gue hayan contribuido en menor medida les serd agra-
decida su colaboracion en el apartado de agradecimientos.
Todos los autores deben firmar la carta de remision que
acompane el articulo, como evidencia de la aprobacion de
su contenido y aceptacion integra de las normas de publi-
cacion.

PRESENTACION Y ESTRUCTURA DE LOS TRABAJOS

El documento debe ser enviado, en formato Word para PC
sobre una pdgina de tamano DIN-A4 blanco, a 1S espacio
de interlineado, con madrgenes minimos de 25 mm y con ho-
jas numeradas. Asimismo, se enviardn las imdgenes en for-
mato JPG o TIFF en archivos independientes al documento,
nunca insertadas en el texto.

Los articulos originales deberdn seguir la siguiente estruc-
tura:

Primera pagina
Debe contener:

1 El titulo del articulo y un subtitulo no superior a 40 letras
y espacios, en espanol.

2. El nombre y dos apellidos del autor o autores, con el
(los) grado(s) académico(s) mds alto(s) y la dfiliacion a
una institucion si asi correspondiera.

3. El nombre del departamento(s) e institucion(es) res-
ponsables.

4. La negacion de responsabilidad, si procede.

S. El nombre del autor responsable de la corresponden-
cia sobre el documento.

B. La(s) fuente(s) de apoyo en forma de subvenciones,
equipo o farmacos y el conflicto de intereses, si hubiera
lugar.

Resumen

Una pagina independiente debe contener, el titulo del arti-
culo y el nombre de la revista, un resumen estructurado del
contenido del mismo, no superior a 200 palabras, y el lista-
do de palabras clave en espanol. Las palabras clave serdan
entre 3 y 10 términos o frases cortas de la lista del «<Medical
Subject Headings (MeSH)» del «index Medicus».

Los trabajos de investigacion originales contendrdn resume-
nes estructurados, los cuales permiten al lector comprender
rdpidamente, y de forma ordenada el contenido fundamen-
tal, metodoldgico e informativo del articulo. Su extension no
debe ser superior a 200 palabras y estard estructurado en
los siguientes apartados: introduccion (fundamento y objeti-
vo), material y metodologia, resultados y conclusiones.



Introduccion

Debe incluir los fundamentos y el propdsito del estudio, uti-
lizando las citas bibliogrdficas estrictamente necesarias. No
se debe realizar una revision bibliografica exhaustiva, ni in-
cluir datos o conclusiones del trabajo que se publica.

Material y metodologia

Serd presentado con la precision que sea conveniente para
que el lector comprenda y confirme el desarrollo de la in-
vestigacion. Métodos previamente publicados como indices
o técnicas deben describirse solo brevemente y aportar las
correspondientes citas, excepto que se hayan realizado
modificaciones en los mismos. Los meétodos estadisticos
empleados deben ser adecuadamente descritos, y los da-
tos presentados de la forma menos elaborada posible, de
manera que el lector con conocimientos pueda verificar los
resultados vy realizar un andlisis critico. En la medida de lo
posible las variables elegidas deberdn ser cuantitativas, las
pruebas de significacion deberdn presentar el grado de
significacion y si estd indicado la intensidad de la relacion
observada vy las estimaciones de porcentagjes irdn acom-
panadas de su correspondiente intervalo de confianza. Se
especificardn los criterios de seleccion de individuos, técni-
ca de muestreo y tamano muestral, empleo de aleatoriza-
cion y técnicas de enmascaramiento. En los ensayos clinicos
y estudios longitudinales, los individuos que abandonan los
estudios deberdn ser registrados y comunicados, indicando
las causas de las pérdidas. Se especificardn los programas
informdticos empleados y se definirdn los términos estadis-
ticos, abreviaturas y simbolos utilizados

En los articulos sobre ensayos clinicos con seres humanos y
estudios experimentales con animales, deberd confirmarse
gque el protocolo ha sido aprobado por el Comité de Ensa-
yos Clinicos y Experimentacion Animal del centro en que se
llevd a cabo el estudio, asi como que el estudio ha seguido
los principios de la Declaracion de Helsinki de 1975, revisada
en 1983.

Los articulos de revision deben incluir la descripcion de los
metodos utilizados para localizar, seleccionar y resumir los
datos.

Resultados

Aparecerdn en una secuencia logica en el texto, tablas o fi-
guras, no debiendo repetirse en ellas los mismos datos. Se
procurard resaltar las observaciones importantes

Discusion

Resumird los hallazgos relacionando las propias observacio-
nes con otros estudios de interés y senalando las aporta-
ciones vy limitaciones de unos y otros. De ella se extraerdan
las oportunas conclusiones, evitando escrupulosamente
afirmaciones gratuitas y conclusiones no apoyadas comple-
tamente por los datos del trabajo.

Agradecimientos

Unicamente se agradecerd, con un estilo sencillo, su colabo-
racion a personas gue hayan hecho contribuciones sustan-
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ciales al estudio, debiendo disponer el autor de su consenti-
miento por escrito.

Bibliografia

Las citas bibliograficas deben ser las minimas necesarias.
Como norma, no deben superar el nimero de 30, excepto
en los trabajos de revisidn, en los cuales el nimero serd li-
bre, recomendando, no obstante, a los autores, que limiten
el mismo por criterios de pertinencia y actualidad. Las citas
serdn numeradas correlativamente en el texto, tablas y le-
yendas de las figuras, segun el orden de aparicion, siendo
identificadas por numeros ardbigos en superindice.

Se recomienda seguir el estilo de los ejemplos siguientes,
que estd basado en el Método Vancouver, «<Samples of For-
matted References for Authors of Journal Articles», que se
puede consultar en la siguiente web:https://www.nim.nih.
gov/bsd/uniform_requirements.html

Se empleardn los nombres abreviados de las revistas de
acuerdo al «Abridged Index Medicus Journal Titles», basado
en el «ndex Medicus». Puede consultarlo aqui (https://www.
nim.nih.gov/bsd/aim.html)

Es recomendable evitar el uso de resimenes como referen-
cias, y no se aceptard el uso de «observaciones no publica-
das» y «comunicaciones personalesy. Se mencionardn todos
los autores si son menos de seis, o los tres primeros y et al,
cuando son siete 0 mds.

Tablas

Deben presentarse en hojas independientes numeradas
segun su orden de aparicion en el texto con nimeros ard-
bigos. Se empleardn para clarificar puntos importantes, no
aceptdndose la repeticion de datos bajo la forma de tablas
y figuras. Los titulos o pies que las acompanen deberdn ex-
plicar el contenido de las mismas.

Figuras

Serdn consideradas figuras todo tipo de fotografias, grafi-
cas o dibujos, deberdn clarificar de forma importante el tex-
to y su nUmero estard reducido al minimo necesario.

Se les asignard un numero ardbigo, segun el orden de apari-
cion en el texto, siendo identificadas por el término «Figuray,
seguido del correspondiente guarismo.

Los pies o leyendas de cada una deben ir indicados y nu-
merados.

Las imdagenes deben enviarse, preferentemente en formato
JPG o TIFF, con una resolucion de 300 pixeles por pulgada,
nunca pegadas en el documento de texto.

AUTORIZACIONES EXPRESAS DE LOS AUTORES A RACIB
Los autores que envien sus articulos a RACIB para su publi-

cacion, autorizan expresamente a que la revista reproduzca
el articulo en la pagina web de la que RACIB es titular.
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