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RESUMEN

Objetivos: Revisar de manera sistematica el schwannoma localizado en el suelo oral. Presen-
tar un caso tratado en nuestro departamento.
Material y método: Mediante la utilizacién de motores de busqueda se identificaron articulos
sobre schwannoma localizado en el suelo oral. Los criterios de inclusién fueron: a) diagnoés-
tico definitivo de schwannoma localizado en el suelo oral; b) casos publicados en inglés,
espanol o aleman. Se analizaron variables relacionadas con las caracteristicas clinicas,
diagnésticas y de tratamiento.
Resultados: Se identificaron 19 articulos que cumplian los criterios de inclusién. Edad media:
44,3 afios (rango 17-77); 42,1% mujeres y 57,8% hombres; tiempo de evolucién de 8,7 meses
(rango 1-60); tumoracién localizada en el lado izquierdo del suelo oral 52,6%, en el lado
derecho 42,1%; didmetro mayor medio 38,3 mm (rango 10-70); afectacién del nervio hipo-
gloso 15,7%, nervio lingual 15,7%, nervio milohioideo 5,2%, no se identificé nervio de origen
en el 21,1% de los casos; puncién aspiracién con aguja fina no diagnéstica en el 31,5% e iden-
tificacién de tumoracién benigna en el 21%. La exéresis quirdrgica se realizé en el 100% de
los casos con un tiempo de seguimiento de 34,3 meses (rango 1-120). No se documentaron
recurrencias.
Conclusiones: Los schwannomas localizados en el suelo de la boca son infrecuentes. Se pre-
sentan en torno a los 40 afos, con leve predominancia por el sexo masculino y del lado
izquierdo del suelo oral. El tiempo de evolucién se encuentra préximo a los 9 meses. Usual-
mente asintomatico. Los nervios hipogloso y lingual se afectan por igual. En proporcién
similar, el nervio de origen no puede ser identificado. La puncién aspiracién con aguja fina
no es efectiva. El tratamiento de eleccién consiste en la enucleacién del tumor una vez
diagnosticado. No se documentaron recidivas.
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Oral floor schwannoma. Systematic review and case report

ABSTRACT

Keywords:
Schwannoma
Oral floor
Lingual nerve

Objective: Systematically review the oral floor schwannoma. Report of a case treated in our
department.

Material and method: Published articles about oral floor schwannoma were identified. The
inclusion criteria were: a) Final diagnosis of schwannoma located in the oral floor. b) Articles
published in English, Spanish or German. The variables were analysed regarding clinical
features, diagnosis and treatment.

Results: Nineteen articles that met the inclusion criteria. Average age: 44.3 years (range
17-77); 42.1% were females and 57.8% males; time of lesion development was 8.7 months
(range 1-60); side of the oral floor location: left side 52.6%, right side 42.1%; average diameter:
38.3mm (range 10-70); hypoglossal nerve involvement: 15.7%, lingual nerve: 15.7%, myloh-
yoid nerve: 5.2%, nerve not identified in 21.1% of cases; fine needle aspiration biopsy: non
diagnostic in 31.5%, benign tumor identified 21%. Surgical excision was performed in 100%
of the cases with a follow up of 34.3 months (rank 1-120). No recurrences were reported.
Conclusions: Schwannomas located on the floor of the mouth are uncommon. Environment
are presented at age 40 with a slight predominance for males and mainly the left. The
time evolution is close to 9 months. The hypoglossal and lingual nerves are affected equa-
lly. In similar proportion the nerve of origin cannot be identified. Fine needle aspiration
biopsy is not efficient. The treatment of choice is enucleation of the tumor 11 diagnosed.

No recurrences were observed.
© 2015 SECOM. Published by Elsevier Espana, S.L.U. This is an open access article under

the CC BY-NC-ND license (http://creativecommons.org/licenses/by-nc-nd/4.0/).

Introduccién

Los schwannomas son tumores derivados de la vaina de célu-
las de Schwann. Actualmente, se considera que schwannoma,
neurinoma, neurilemmoma y fibroblastoma perineural son
sinénimos. Los schwannomas a menudo surgen en los tejidos
blandos superficiales, en particular, en la regién de cabeza y
cuello por el gran namero de nervios periféricos de la regién.
Afecta principalmente a los pares craneales IV, V, VII, X, XI y
XII.

En cabeza y cuello con manifestacién extracraneal se ubica
el 25-45% del total de los schwannomas, pero solo el 4% son
de localizacién oral, lo que representa el 0,04% de todas las
lesiones intraorales. En nuestro territorio, alrededor de un 50%
afectan a la lengua. Los casos publicados que involucran al
suelo de la boca son infrecuentes y representan alrededor del
7% de todos los schwannomas orales'™.

En este trabajo se realiza una revisién sistematica sobre
el schwannoma de localizacién en el suelo oral. Se analiza el
comportamiento clinico, metodologia para su diagndstico
y tipo de tratamiento aplicado. Se documenta un caso de
schwannoma del nervio lingual tratado en nuestro centro.

Material y método

Se realizé una revisién sistemdtica del schwannoma loca-
lizado en el suelo oral utilizando los motores de busqueda
Pubmed, Embasse y la base de datos Clinical Key. Se contd
con la colaboracién de la biblioteca de nuestro centro para
localizar los articulos seleccionados. La busqueda principal

fue realizada a través de Pubmed con las siguientes palabras y
frases clave: «<schwannoma», <head and neck schwannomay,
«oral schwannoma», «oral cavity schwannoma» y «floor
of mouth schwannoma». La inclusién o exclusién de los
articulos se limité a: diagnéstico definitivo de schwannoma
localizado en el suelo de la boca y a los casos publicados
en inglés, espanol o aleman (fig. 1). De los articulos selec-
cionados se recogieron y analizaron las siguientes variables:
edad, sexo, localizacién, didmetro mayor del tumor, tiempo
desde su aparicién, impresién diagnostica, patrén histolédgico,
tratamiento realizado, nervio de origen de la tumoracién,
secuelas neurolégicas, tiempo de seguimiento y recidivas.

Resultados

La frase «floor of mouth schwannoma» identificé 48 articulos,
de los cuales se excluyeron 19, ya que el tumor se localizaba
fuera del suelo oral o no se documentaba la informacién objeto
del estudio, 3 articulos se excluyeron por estar escritos en
polaco y 2 en mandarin. Asi mismo, otros 5 articulos no pudie-
ron ser localizados a través de la biblioteca de nuestro centro,
principalmente por razones de accesibilidad, antigliedad de
los articulos o embargo de la revista o del articulo. Finalmente
quedaron incluidos en el estudio un total de 19 articulos, sobre
los que se procedié al andlisis de las variables (tabla 1).

La edad media de presentacién fue de 44,3 afios con un
rango de 17-77 afios. En cuanto al sexo, el 42,1% fueron muje-
res, con discreta predominancia en varones (57,8%). El1 tiempo
de evolucién promedio fue de 8,7 meses desde la aparicién
hasta la primera evaluacién (rango 1-60 meses). La localiza-
ciéon predominante fue el lado izquierdo con 10 pacientes
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Figura 1 - Articulos seleccionados segin criterios de
inclusién.

(52,6%); en el lado derecho lo presentaron un 42,1% y no se
encontré informacién sobre el lado afecto en 4 articulos. El
didmetro mayor promedio de los schwannomas recopilados
fue de 38,3mm con un rango entre 10 y 70 mm. Se identific6 a
4 pacientes con diagndstico presuntivo de tumor salival y un
caso de quiste dermoide.

La puncién aspiracién con aguja fina (PAAF) fue realizada
en 12 pacientes; en otros 6 no se aportan datos al respecto
y en uno fue utilizada la biopsia como método diagnéstico. La
PAAF no fue diagnéstica en el 31,5% de los casos y en el 21%
identificé la muestra como tumoracién benigna. En ninguno
de ellos se llegé al diagnéstico de schwannoma, a excepcién
del paciente al que se le realiz6 una biopsia.

Desde el punto de vista histolégico, el 21% de los schwan-
nomas tenian caracteristicas de los tipos A y B de Antoni, el
15,8% caracteristicas Antoni A y el 10,5% solo Antoni B. En los
19 casos, la exéresis de la tumoracién fue el tratamiento de
elegido. Los nervios afectos fueron: nervio hipogloso 15,7%,
nervio lingual 15,7%, nervio milohioideo 5,2%; en el 21,1% de
los casos no pudo ser identificado el nervio implicado y en
un caso fue identificada la glandula sublingual como el tejido
de origen. Los pacientes fueron seguidos un promedio de 34,3
meses con un rango de 1-120 meses. En solo 6 articulos se des-
cribe si existieron secuelas, 4 de ellos no sufrieron secuelas o
alteraciones nerviosas, un paciente presentd parélisis com-
pleta del nervio hipogloso y otro presenté disminucién en la
sensibilidad gustativa por afectacién del nervio lingual. No se
registraron recurrencias en ninguno de los pacientes.

Caso clinico

Paciente de 74 afios, mujer, de raza caucésica que acudid a
consultas de nuestro centro por presentar una tumoraciéon
en el suelo oral de 2 meses de evolucién sin otros sinto-
mas acompanantes. Los antecedentes personales y familiares
no eran relevantes. Al examen fisico se detecté una tumo-
racién submucosa, localizada en lado izquierdo del suelo
oral, de 15mm de didmetro mayor, de consistencia sélida,
movil y levemente dolorosa a la palpacién. La mucosa sobre-
yacente era de aspecto normal. La impresién diagnéstica

Tabla 1 - Casos documentados en la literatura sobre schwannoma del suelo oral

Autor Edad (afos) Sexo  TE (meses) Localizacién Tamano (mm) TS (meses) PAAF TH
Fakhry et al.° 77 F 12 Izquierda 70 36 ND ND
Kawakami et al.” 49 F 0 Izquierda 32 ND ND AyB
Gallo et al.® 21 M 0 Izquierda 40 48 ND ND
Lépez et al.’ 29 M 7 ND 32 ND Neg B
Drevelengas et al.’® 55 M 24 Izquierda 45 24 ND AyB
Marks et al.** 65 F 1 Derecha 35 ND ND ND
Zehlicke et al.*? 55 M 3 Derecha 57 ND Neg ND
Kumar et al.* 31 F 2 Izquierda 33 6 Neg ND
Sanchis et al.'* 33 M ND ND 40 ND Neg ND
Guedes et al.*® 17 M ND Izquierda 10 ND ND ND
Charles et al.'® 28 M 1 Derecha 40 ND Neg AyB
Yamamoto et al.* 27 F 60 Izquierda 18 26 Neg A
Kurup et al.,” 56 M 2 Izquierda 40 1 Neg ND
Okada et al.'” 70 F ND Izquierda 23 ND Neg A
Kubota et al.'® 62 M 3 Izquierda 40 24 Biopsia AyB
Pattani et al.» 63 M 2 Derecha 44 24 Neg A
Muramatsu et al.? 22 F ND ND 10 120 Neg B
Ducic et al.? 42 M 12 Derecha 65 ND Neg AyB
Nakayama et al.?? 40 F 2 ND 55 ND ND B

ND: no documentado; Neg: identificacién de tumoracién benigna o no diagndstica; PAAF: puncién aspiracién con aguja fina; Pos: schwannoma;
TE: tiempo de evolucién; TH: tipo histolégico; TS: tiempo de seguimiento.
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Figura 2 - Tomografia axial computarizada. La tumoracién
se encuentra sefialada por la flecha.

fue de tumoracién de glandula salival menor. La tomografia
computarizada (TC) confirmé la existencia de una tumora-
cién soélida y homogénea, sugestiva de benignidad (fig. 2).
La PAAF no fue diagnéstica. La paciente fue intervenida
bajo anestesia general, realizandose la incisién directamente
sobre el 4rea de la tumoracién. La diseccién roma permi-
ti6 separar el conducto de Wharton izquierdo, preservar
la glandula sublingual y evidenciar la relacién del nervio
lingual con la tumoracién (fig. 3). El nervio lingual fue preser-
vado mediante una enucleacién de la tumoracién. El examen
histopatolégico macroscépico informé sobre una formacién
nodular de 16 x 15 x 14 mm encapsulada. Al corte, presentd
una consistencia eldstica media, una coloracién gris-rosada
y una pequena cavidad central. Microscépicamente se evi-
dencid una lesién bien delimitada por una capsula conectiva,
constituida por una proliferacién de elementos fusocelula-
res, con un estroma eminentemente eosindfilo. Las células

[ '\l.:nj'r_

estaban ordenadas en haces entrelazados, observandose ima-
genes de células con nucleos en empalizada. No se observaron
signos de malignidad histolégica (fig. 4). El inmunomarcaje
para S-100 fue positivo. Durante 2 afios de seguimiento no se
evidenciaron recidivas. Al alta, la sensibilidad lingual del lado
afecto era normal.

Discusién

Las células de Schwann deben su nombre al anatomista ale-
mén Theodor Schwann?3. El término schwannoma evolucioné
desde su descripcién en 1908 por Verocay, quien lo denominé
neurinoma.

La literatura parece coincidir en la distribucién equitativa
del sexo. En cabeza y cuello no parece predominar ninguno de
ellos, aunque algunos autores encuentran una mayor propor-
cién en el sexo masculino??°. En la cavidad oral ocurre una
situacién similar, aunque en esta localizacién presentan
una proporcién de 2:1 a favor del sexo femenino®'4?’ Enlos 19
articulos revisados sobre schwannoma localizado en el suelo
oral existe una proporcién de 1,3:1 a favor del sexo masculino;
en cualquier caso no es un proporcién significativa. La edad
de presentacién mas frecuente se sitia en la cuarta década
de la vida, con una diminucién considerable de los casos en
los extremos biolégicos® 4242527 En nuestra revisién la edad
promedio es discretamente mas elevada (44,3 anos). Los sin-
tomas y signos no fueron descritos de manera consistente en
algunos de los articulos revisados; sin embargo, se pudo iden-
tificar el tiempo de evolucién, obteniéndose un promedio de
8,7 meses. Este prolongado tiempo de evolucién se debe al cre-
cimiento lento de la tumoracién y a la ausencia de sintomas
en la mayoria de los pacientes'®. La literatura refleja casos
excepcionales de trastornos neurolégicos como la hemiatrofia
lingual por afectacién extensa del nervio vago?®.

En nuestra revisién encontramos que el lado izquierdo del
suelo de la boca se afecta en proporcién 2:1 con respecto al
lado derecho. Los mas afectados fueron el nervio hipogloso y
el nervio lingual. En un porcentaje no desdenable de pacientes
no se identificé el nervio afecto. Okada et al.'” documentan un
schwannoma con origen en la glandula sublingual.

El diagnéstico presuntivo de schwannoma es dificil de
establecer'*?° por la falta de un cuadro clinico especifico y
por su baja frecuencia de presentacién. Las técnicas de imagen
utilizadas son la TC y la resonancia magnética. Estos estudios

Figura 3 - Pieza quirnirgica y su relacién con el nervio lingual. El nervio lingual se encuentra sefialado por la flecha.
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Figura 4 - Tincién con hematoxilina y eosina. A) Magnificacién x2 donde se muestra la capsula de la lesién. B)
Magnificacion x40 donde se muestran empalizadas nucleares sin cambios degenerativos.

son precisos cuando existe la sospecha de schwannoma?.
Furukawa et al.* y Saito et al.*! reportan una precisién del
100% y del 83% respectivamente, determinando si el origen
del schwannoma es la cadena simpética cervical o el nervio
vago. Otros autores?*>? alegan que la PAAF no es un medio
diagnéstico efectivo, lo cual coincide con los articulos revisa-
dos (en 6 casos no diagnéstica, 4 casos con tumor benigno, un
caso con atipia celular y en 7 casos no se reporté resultado).
La biopsia fue capaz de establecer un diagndstico certero en
los casos indicados®*18.

El diagnéstico definitivo de schwannoma se establece
mediante el estudio histopatolégico de la lesién. En 1985,
Erlandson® clasifica los schwannomas en 7 subtipos: clasico
(Verocay), celular, plexiforme, nervio craneal, melanocitico,
degenerativo y schwannoma de células granulares. Existen
ademads 2 patrones histolégicos ampliamente utilizados en la
identificacién del schwannoma: la composicién exclusiva de
células de Schwann y su disposicién en empalizada (Antoni A)
o con pérdida arquitectural (Antoni B): formacién de cuerpos
Verocay, presencia de éxtasis en los vasos sanguineos, depdsi-
tos de hemosiderina y encapsulacién de los fasciculos afectos
por fibras de coldgeno del perineuro residual. Los cambios
degenerativos observados en lesiones de larga evolucién inclu-
yen hemorragia, infartos, formacién de quistes y calcificacién
distréfica®. Cherrick et al.?” encontraron la misma proporcién
de pacientes con patrones Antoni A y Antoni B. Sin embargo,
en los casos publicados por Lépez et al.?, el patrén Antoni A
fue el més frecuente. En raras ocasiones, los schwannomas de
larga data pueden sufrir cambios degenerativos, dominados
por grandes areas quisticas mixomatosas, una relativa ausen-
cia de necrosis y areas distintivas de aumento de celularidad,
con pleomorfismo nuclear e hipercromatismo, lo que podria
conllevar un diagnéstico erréneo de malignizacién®*. Naka-
yama et al.?? corroboran criterios para fundamentar la trans-
formacién maligna de un schwannoma: a) el tumor extirpado
demuestra en alguna parte zonas reconocibles como schwan-
noma benigno; b) el tumor contiene inequivocamente focos de

malignizacidn, tal como se manifiesta por la presencia de una
mayor celularidad, numerosas mitosis, células anaplésicas y
la invasividad; c) caracteristicas transitorias entre las 4reas
que demuestren benignidad y mayor agresividad histolégica;
d) metéstasis a distancia. Ogawa et al.>* publican un caso muy
bien documentado al respecto y mencionan otros 14.

Toda la literatura revisada coincide en la exéresis qui-
rargica como tratamiento de eleccién para el schwannoma.
Acorde con lo publicado por diferentes autores, la enucleacién
del tumor preserva la funcién neurolégica entre un 30 y un
86%. La sutura del nervio afecto debido a la reseccién tumoral
ofrece menor garantia comparada con la enucleacién?>*. En
la revisién de los 19 articulos no se pudieron obtener datos
relevantes al respecto, ya que 13 de ellos no hacian men-
cién a las secuelas del tratamiento, 4 no tuvieron secuelas
(incluido un caso en que fue precisa la sintesis nerviosa), un
caso presenté disminucién gustativa por afectacion del nervio
lingual y otro caso presenté paralisis completa del nervio hipo-
gloso. El tiempo de seguimiento medio fue superior a 2 anos.
Muramatsu et al.?° realizaron un seguimiento de 10 afios. La
recurrencia es extremadamente rara, sin haber encontrado
ninglin caso en nuestra revisién. Los casos que presentan
recidivas se asocian a neurofibromas en enfermedades sindré-
micas, como el sindrome de von Recklinghausen?’. El origen
de los neurofibromas es similar al schwannoma, aunque con
diferentes caracteristicas clinicas e histolégicas que no com-
peten al objetivo de este articulo.

Conclusiones

Los schwannomas localizados en la cavidad oral son infre-
cuentes. Se presentan en la cuarta y quinta décadas de vida
con una leve predominancia por el sexo masculino y princi-
palmente en el lado izquierdo del suelo oral. El tiempo desde
su aparicién hasta la evaluacién inicial se encuentra préximo
a los 9 meses. Los nervios hipogloso y lingual son, por igual,
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los mas afectados. En proporcién similar el nervio de origen no
puede ser identificado. La PAAF no es eficiente, aunque ayuda
a distinguir entre tumoracién benigna y maligna. Los estudios
de imagen utilizados son la TC y la resonancia magnética que
aumentan su rentabilidad si existe la sospecha de schwan-
noma. El tratamiento de eleccién consiste en la enucleacién
del tumor una vez diagnosticado. Aunque no se han observado
recidivas, es prudente realizar el seguimiento durante mas de
2 anos.
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