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Angioleiomioma en cavidad oral «<una neoplasia rara en un sitio
poco comiin». Reporte de un caso y revision de la literatura.

Angioleiomyoma in the oral cavity «a rare neoplasm in an
unusual site». Case report and literature review.
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RESUMEN

El angioleiomioma (AL) es una neoplasia benigna, bien circunscrita
y de crecimiento lento, que representa 5% de las neoplasias de tejidos
blandos y cuya etiologia es desconocida. Se origina del musculo liso,
mayormente de las paredes de los vasos sanguineos; su localizacion
es mas frecuente en extremidades, siendo raros en la region de cabeza
y cuello, y mas adn en cavidad bucal. Histolégicamente la lesion se
caracteriza por ser un noédulo bien encapsulado con proliferacion de
fasciculos de musculo liso maduro alrededor de la luz de los vasos
sanguineos, cuyas células suelen ser positivas a marcadores de inmu-
nohistoquimica como alfa actina de musculo liso, desmina, HHF35,
miosina, calponinay H-caldesmon. El tratamiento actual es la escision
quirtrgica completa con una tasa de recurrencia practicamente nula. El
objetivo es resaltar la importancia del diagndstico y el manejo correcto
de las lesiones intraorales a través de la presentacion de un caso clinico
de un leiomioma vascular localizado en region nasolabial, ademas de
hacer la revision de la literatura correspondiente.

Palabras clave: Angioleiomioma, leiomioma vascular, angiomioma,
musculo liso, leiomioma oral, leiomioma bucal.

INTRODUCCION

ABSTRACT

The angioleiomyoma (AL ) is a benign neoplasm, well circumscribed and
slow growing, that represents 5% of the soft tissue neoplasms, whose
etiology is unknown. It originates from smooth muscle, mostly from the
walls of blood vessels; regarding its location, it more frequently appears
in the extremities, being rare in the head and neck region, and even more
so in the oral cavity. Histologically, the lesion is characterized by being
awell encapsulated nodule with proliferation of mature smooth muscle
bundles around the lumen of the blood vessels, whose cells are usually
positive for immunohistochemical markers such as alpha smooth muscle
actin, desmin, HHF35, myosin, calponin and H-caldesmon. The current
treatment is complete surgical excision having zero recurrence rate.
The objective of the following article is to educate on the importance
of correct diagnosis and management of intraoral lesions through the
presentation of a clinical case of a vascular leiomyoma located in the
nasolabial region, in addition to reviewing the corresponding literature.

Keywords: Angioleiomyoma, vascular leiomyoma, angiomyoma,
smooth muscle, oral leiomyoma, buccal leiomyoma.

por Virchow en 1854 como tuberculum dolorosum, y
posteriormente Stout en 1937 le acuné el término «leio-
mioma vascular."? Se considera un subtipo solitario de
leiomioma,® compuesto por masculo liso y numerosos
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vasos sanguineos de pared delgada. En la actualidad,
para muchos autores, esta lesion se considera como parte
del espectro perivascular junto con el miopericitoma y el
miofibroma; sin embargo, para otros autores, las caracte-
risticas morfolégicas del AL pueden, hasta cierto punto,
sobreponerse a las del miopericitoma, haciendo que la
diferencia entre estas dos lesiones pueda ser subjetiva en
muchas ocasiones.** La etiologia es desconocida, pero se
han descrito posibles factores etiol6gicos como el trauma
menor, desbalance hormonal, estasis venosa, disminucion
de la irrigacion venosa y alteraciones genéticas.*®

El AL representa 5% de las neoplasias de tejidos blan-
dos y puede llegar a representar hasta 50% de todos los
leiomiomas superficiales; sin embargo, en cavidad oral la
incidencia es de 0.06 a 0.065% y esto se relaciona con
la escasa presencia de musculo liso en esta drea.*? Los
sitios de predileccién son labios, paladar duro, carrillos,
mucosa yugal, encia y lengua.'?!"

Contrario a lo observado en el leiomioma convencio-
nal, donde la prevalencia es mayor en mujeres y en sitios
como extremidades inferiores y tronco, el AL es més co-
mdn en hombres entre la cuarta y sexta década de la vida,
especificamente en las dreas de cabeza y cuello.* 1012

Clinicamente se ha descrito como una masa asintoma-
tica, sésil, solitaria, movil, esférica y bien circunscrita. Su
coloracién es muy similar a la de la mucosa adyacente, aun-
que en ocasiones se observa con parches rojos. Su tamafo
promedio varia desde 1 hasta 3 cm de didmetro.>©13-16

Respecto a la imagenologfa, la resonancia magnética
nuclear (RMN) y la tomografia computarizada (TC) con
medio de contraste son los estudios con mayor utilidad para
la ubicacion de la lesién y planificacién de la cirugia.>'?

Microscépicamente se caracteriza por la proliferacion
de fasciculos de mdsculo liso maduro alrededor de la luz
de los vasos sanguineos, encapsulada por una capa de
tejido conectivo colagenizado. Las células musculares lisas
suelen ser positivas a marcadores de inmunohistoquimi-
ca como alfa actina de musculo liso, desmina, HHF35,
miosina, calponina y H-caldesmon.

En la actualidad, el tratamiento consiste en la esci-
sién quirdrgica y en ocasiones acompanado del ligado
o cauterizacion de los vasos sanguineos adyacentes.” '?

PRESENTACION DEL CASO

Se presenta el caso de un paciente femenino, de 23 afos
de edad, quien acudié al Centro Académico de Atencién
Odontolégica (CAAD) del Tecnoldgico de Monterrey por
presentar aumento de volumen en la regién del ala nasal
izquierda. La paciente refiere antecedentes de polineuro-

patia desmielinizante inflamatoria crénica (CIDP, por sus
siglas en inglés) y estar bajo tratamiento con inmunoglo-
bulinas. Refiere presentar la lesién desde la infancia, pero
que en los dltimos tres meses ha aumentado de tamafo
con un curso indolente.

De acuerdo con lo referido por la paciente y basado
en la literatura, los pasos de examinacién clinica indicados
son observacién, palpacién, valoracion de la movilidad,
medicién de la lesién, toma de radiografia y fotografia.
Ademas, se debe registrar el sitio en que se encuentra,
forma, morfologia, color, bordes, consistencia, tamafo
y descripcién exacta de la lesion que se muestre en la
fotografia tomada.'’

Con base en el protocolo de atencién de lesiones
neopldsicas, en la exploracién clinica se encontré un
nodulo de aproximadamente 1 cm de didametro, mévil,
firme a la palpacion, de color similar a la piel adyacen-
te con areas ligeramente violdceas y que dentro de la
mucosa bucal ocasiona pérdida del surco mucogingival
(Figura 1A). La radiografia periapical no mostr6 datos o
hallazgos patolégicos en érganos dentarios adyacentes o
tejido 6seo (Figura 1B).

Se realiz6 puncién aspirativa previo a la incisién sin
obtener salida de ningtin contenido, esto con la finalidad
de descartar una lesion de origen vascular y como parte
del protocolo de biopsias en lesiones intraorales con colo-
racién diferente a la mucosa sana, para evitar hemorragia
masiva y/o persistente.'”

Debido al tamafio y localizacién de la lesion se decidié
realizar biopsia escisional, indicada en lesiones menores
o hasta de 2.5 cm de diametro, bajo anestesia local in-
filtrativa con lidocaina al 2% con epinefrina 1:100,000.

Se realiz6 una incision semilunar modificada desde
el 6rgano dentario 1.1 hasta el 2.3. Posteriormente, se
realizé diseccion roma con pinzas de mosco curvas para
localizar la lesion, disecarla y extirparla por completo
(Figura 1C). Por dltimo, se lavo el lecho quirtrgico con
solucion fisiolégica y peréxido de hidrégeno, se corroboré
hemostasia y se colocaron puntos aislados de sutura (Figu-
ra 1D). La muestra obtenida midié 1.2 cm en su didmetro
mayor y fue fijada en formol al 10% y enviada para su
estudio histopatolégico, el cual es de suma importancia
para normar el tratamiento a seguir de la lesi6n.'®

El andlisis histopatoldgico de la lesién mostré una neo-
plasia a expensas de la proliferacién de células fusiformes
de citoplasma eosinéfilo con nicleos ovales, alargados y
bordes romos; con un arreglo en fasciculos cortos que
rodeaban a vasos sanguineos ectdsicos llenos de eritroci-
tos, ademds de hemorragia reciente y algunos depésitos
de hemosiderina. La lesién se encontraba rodeada por
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una delgada capsula de tejido conectivo fibroso denso
bien vascularizado (Figura 2A-D). Se realizé anticuerpo
de inmunohistoquimica para H-caldesmon, con resultado
intenso positivo citoplasmético, confirmando asi el diag-
nostico de leiomioma vascular (Figura 2E y F).

DISCUSION

El angioleiomioma es una neoplasia benigna de creci-
miento lento y bien circunscrita.’” Se conoce también
como angiomioma, leiomioma vascular o angiomioma
dérmico y es un subtipo histoldgico del leiomioma.”/'920
La Organizacién Mundial de la Salud (OMS) lo describe
como un tumor de origen perivascular, pero con etiolo-
gia desconocida.* Se han postulado tres hipdtesis de su
origen: 1) de células indiferenciadas mesenquimatosas
anormales, 2) del musculo liso de las paredes de las

venas y musculo erector de pelo o 3) ambas hipétesis
juntas.'>?122 Asimismo, se cree que factores como el
trauma menor, estasis venosa, disminucién de la irrigaciéon
venosa, desbalance hormonal (estrégenos) y alteraciones
genéticas (genes BRAF, NF1, NOTCH2 y NOTCH3) inter-
vienen en su origen.*”/8%3

El AL se ha reportado en un rango amplio de edades,
aunque es mas comin en pacientes que estan entre la
cuarta y sexta década de la vida.>?* Cuando aparece en
pacientes infantiles se le llama épulis (leiomiomatoso)
congénito.' Cuando esta presente en extremidades o
tronco, es mas comun en mujeres (proporcion 3:2 mujer/
hombre), mientras que en cabeza y cuello es mas comdn
en hombres (proporcién 1:3 mujer/hombre).*67:10

Sélo de 0.06 a 0.065% de los AL se encuentran en
cabeza y cuello y de éstos de 64 a 66.2% se encuentran
en la cavidad oral.*?"%2?> Los sitios con mayor frecuencia

Figura 1:

A) Lesion intraoral. B)
Radiografia periapical de la
lesion. C) Extirpacion de la lesion.
D) Puntos de sutura simples.
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Figura 2: A-C) H&E 10x. Fasciculos de células musculares lisas alrededor de vasos sanguineos ectasicos. D) H&E 40x. Células fusiformes
de citoplasma eosindfilo con nucleos basofilos de bordes romos. E-F) Inmunohistoquimica para H-caldesmon 10x y 40x, con marcaje intenso
positivo citoplasmatico en las células neoplasicas.

de aparicién son: labios (48.6%), paladar (21.1%), mucosa
bucal (9.2%), lengua (9.2%), mandibula (8.3%), fondo
vestibular superior (0.9%), fondo vestibular inferior (0.9%),
piso de boca (0.9%) y encia (0.9%).%8-10:25

En 1973 Morimoto estudié 241 casos de AL y los
clasifico en tres tipos histoldgicos:

1. Solido: es el mas comdn. Se ve musculo liso y peque-
fos canales vasculares. Es tres veces mas frecuente en
mujeres que hombres (3:1).

2. Venoso: se distingue facilmente por paredes muscu-
lares gruesas.

3. Cavernoso: es el menos comin. Se ven canales vas-
culares dilatados con menos musculo liso. Es cuatro
veces mas usual en hombres (4:1).

Y los asocié en dos grupos:

1. Grupo mayor: tumores de extremidades, mas comdn el
tipo sélido y con dolor. Proporcién 2:1 mujer/hombre.

2. Grupo menor: tumores en cabeza, mas comin el
tipo venoso y son asintomaticos. Mas comunes en
hombres.

De estos tipos, el venoso fue el més asociado a la
cavidad oral.*722:26

Los estudios con imagenologia de tipo resonancia
magnética (RM) muestran una imagen homogénea e
isointensa al masculo esquelético.”” Diversos autores
mencionan que es el estudio mas (til para la planificacion
de la cirugfa, ya que permite ver si hay una involucracién
con estructuras nerviosas.®!?

A pesar de que las caracteristicas clinicas y de
imagen nos van acercando al diagnéstico de AL, su
baja incidencia en cavidad oral y su similitud con otras
lesiones nos obliga a descartar patologias a través del
analisis histopatoldgico,* tales como: lipoma, fibroma,
neurofibroma, neurilemoma, mucocele, adenoma
pleomorfo, linfangioma, hemangioma, quiste dermoi-
de, schwannoma, tumor mesenquimatoso, quiste de
inclusion, angiofibroma, miofibroma, leiomiosarcoma,
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miopericitoma, angiolipoma, quiste ganglionar y neu-
roma traumatico.*”-10.19.25

Es por ello que ni las caracteristicas clinicas o de ima-
gen pueden dar un diagnéstico definitivo, ya que podrian
llevar a una identificacién incorrecta de la patologia.
El Gnico método que puede definir el diagnéstico es el
andlisis histolégico a través de tinciones y/o marcadores
inmunohistoquimicos.” %! Las tinciones como tricrémico
de Masson, hematoxilina-eosina, azul alcian, van Gieson
y acido peryddico de Schiff (PAS, por sus siglas en inglés)
son dtiles para el diagnéstico.”'? Asimismo, hay una gran
cantidad de marcadores inmunohistoquimicos de gran
utilidad, algunos mas especificos que otros, siendo positivo
para actina del mdsculo liso (SMA, por sus siglas en inglés),
desmina, H-caldesmon, vimentina, actina HHF35 y negati-
vo para S-100, CD-68, CD-34, citoqueratina, antigeno de
membrana epitelial (EMA, por sus siglas en inglés).*©810.19

El tratamiento se mantiene a la escisién quirdrgica con
margenes de 1-2 mm y en ocasiones se complementa
con el ligado del vaso alimentante. Durante la escision se
debe tener cuidado cuando la neoplasia esté en contacto
con haces neuromusculares. La transformacion maligna
0 metdstasis son sumamente raras y una vez retirada la
lesion su recidiva es practicamente nula.

CONCLUSIONES

La atencién integral al paciente en el area odontoldgica
tiene como objetivo brindar un tratamiento adecuado,
abordando la problemética desde el diagnéstico, la elec-
cién de tratamiento y resolucién de ésta de la manera
correcta, siempre basado en la literatura y adaptado al
paciente segtn su estado de salud sistémico.

Las competencias adquiridas en la practica clinica
del alumno dan como resultado el manejo adecuado
de los diferentes tipos de neoplasias, identificando la
lesion, definiendo el tipo de biopsia necesaria, asi como
el abordaje quirdrgico ideal y pronéstico de la misma.

En este caso se aplicaron las competencias adquiridas
en el manejo del AL, la cual es una neoplasia infrecuente
en cabeza y cuello, y mas en la cavidad oral; el caso
presentado muestra un paciente con un AL en fondo de
saco y en la regi6n del ala nasal izquierda, siendo éste
un sitio que, de acuerdo con la literatura, no es el mas
frecuente o habitual. La lesién cumplia con todas las ca-
racterfsticas clinicas y de andlisis inmunohistoquimicos.
Como parte del desarrollo profesional del alumno, se llegd
a la conclusién, con respecto a la lesién, de que se debe
hacer mas investigacion genética para aclarar su etiologia
y es de suma importancia la imagenologia para conocer

la extension y asi poder realizar una cirugia 6ptima. De
igual manera, se reitera que el analisis histolégico es la
Gnica manera para poder establecer el diagnéstico defi-
nitivo de la lesion.
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