Reporte de caso

Papiloma invertido masivo recurrente: abordaje
osteoplastico frontal, orbitoplastia y técnica
endoscopica. Primer tratamiento combinado en
Ecuador. Revision y actualidad

Recurrent inverted masive papiloma. Frontal osteoplastic approach,
orbitoplasty and endoscopic technique. First combined treatment in Ecuador.

A review and update cu
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RESUMEN

El papiloma invertido es una tumoracion benigna de la mucosa
nasal con histopatologia caracteristica, que tiene la capacidad de
crecimiento rapido y gran posibilidad de recurrencia tras resec-
cién quirdrgica; también existe riesgo de la malignizacion de sus
lesiones. El objetivo del presente articulo es documentar el éxito
quirargico y los resultados conseguidos con el tratamiento com-
binado, endoscopico y convencional, en un caso de una lesion
masiva del Pl, la misma intervencién que es la primera reportada
en el pais en un caso de gran magnitud; otro proposito es revisar
la situacién global de esta entidad con la bibliografia y sustentar
los beneficios del manejo combinado en casos similares.
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INTRODUCCION

La descripciéon mds antigua del papiloma nasal fue por
Billroth (1855). El papiloma invertido tiene un aspecto
histolégico unico que debe distinguirse de otras tumora-
ciones benignas como papilomas y pdlipos de la nariz;"?su
epitelio neoplasico se invierte en el estroma subyacente, y la
lesién microscopica es endofitica en lugar de exofitica.’ Sin

ABSTRACT

Inverted papilloma is a benign mucosa neoplasm of the nasal
cavity and paranasal sinuses. It arises typically from the lateral
wall of the nasal cavity and often extends into the maxillary and
ethmoid sinuses. Itis characterized by the tendency to recur after
incomplete removal, and is associated with risk of malignancy.
The purpose of this article is to report the surgical success and
results achieved with the combined endoscopic and conventional
treatment in a case of a massive inverted papilloma. This same
intervention is the first reported in Ecuador. Another purpose is to
review the overall situation of this pathology with the literature and
support the benefits of combined management in similar cases.
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embargo, existe una variedad considerable de sinénimos,
tales como papiloma fibromixoide, papiloma de células
de transicion, papiloma de Ewing, papiloma de Schneider
o papiloma de Ringertz;* también se le llamé “papiloma
invertido” por Norris® y mas tarde por Hyams.® Vrabec’
sugirié el término de “papiloma invertido de Schneider”,
ya que estos tumores se originan en la membrana de Sch-
neider, que se deriva del ectodermo de las placodas nasales.

* Departamento de Cirugia General. Hospital “Vicente Corral Moscoso”. Cuenca, Ecuador.

** Departamento de Otorrinolaringologia. Hospital “Vicente Corral Moscoso”. Cuenca, Ecuador.
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Figura 1.

Apariencia de la pacien-
te antes y después del
tratamiento combinado
quirargico del PI, vista
frontal. A) Globo ocular
izquierdo desplazado
hacia abajo y en prop-
tosis. B) Paciente con
globo ocular en posicion
normal (Fuente: Examen
regional de la cara. Ela-
borado por autores).

El papiloma invertido se ubica mas frecuentemente en
la region del meato medio. El PI, a pesar de ser una
neoplasia benigna, se comporta como una neoplasia malig-
na por su capacidad de extension e invasion a estructuras
adyacentes; el tumor puede afectar los senos paranasales,
que generalmente incluye el laberinto etmoidal y el seno
maxilar; sin embargo, puede alcanzar el seno frontal, el
esfenoides y la érbita en casos mas avanzados,” y adoptar
formas masivas, como el que presentamos.

La clinica que obliga al paciente afectado a recurrir a
la atencién médica es la sintomatologia secundaria al
efecto de masa que ocurre al ocupar estructuras adya-
centes, creando obstruccién nasal, infecciones sinusales
a repeticién y también oftalmicas por su afectacion
hacia el conducto nasolacrimal; en grados avanzados,
se pueden distinguir lesiones deformantes, como por
ejemplo, exoftalmos, proptosis y otros. El caso que se
presenta a continuacién es de una paciente femenina
de 66 afios de edad, con cinco antecedentes quirdrgicos
por poliposis nasal recurrente, quién presenta sintoma-
tologia oftalmolégica con disminucién de su agudeza
visual en el ojo izquierdo y una marcada deformacién del
globo ocular. Acude al servicio de consulta del Hospital
“Vicente Corral Moscoso” (HVCM) con un cuadro de
obstruccién nasal y proptosis ocular izquierda. Se em-
pled la imagenologia y las evidencias histopatoldgicas
en el diagnéstico; el principal objetivo fue abordar las
lesiones masivas y lograr erradicar completamente el
tumor, asi como evitar la recurrencia; y se procedi6
a las valoraciones peridédicas para verificar el éxito
quirargico.

REPORTE DEL CASO

Paciente que ingresa al servicio de cirugia craneofacial
por presentar cefalea, exoftalmos marcado de ojo iz-
quierdo con una ulceracién en la cérnea secundaria a

Figura 2. Apariencia de la paciente antes y después del tratamiento
combinado quirdrgico del PI, vista axial. A) Globo ocular izquierdo
desplazado hacia afuera y en proptosis. B) Paciente con globo ocular
en posicion normal (Fuente: Examen regional de la cara. Elaborado
por autores).

proptosis y obstruccién del conducto nasolacrimal; en
el resto del examen fisico regional y por sistemas no se
hallé ninguna alteracion. Se decidi6 realizar exdimenes
generales, tomografia computarizada (TC) simple de
la cabeza y biopsia incisional realizada por el servicio
de otorrinolaringologia (Figuras 1y 2).

Reporte de tomografia computarizada simple

El estudio tomografico se realizé en cabeza con cortes
coronales y axiales; se emple6 también ventana dsea y
de tejidos blandos, ademas de reconstrucciéon ésea en
tres dimensiones; se aprecia masa ocupante isodensa a la
mucosa nasal, la cual crece desde el seno maxilar y ocupa
la totalidad de la cavidad nasal, el seno maxilar izquierdo,
las celdillas etmoidales bilaterales y los senos frontales. Se
puede observar la masa lobulada dependiente del tumor
que penetra el techo orbitario y desplaza el globo ocular.
Se ve erosion de las corticales 6seas en toda la extension
del tumor sin existir penetracién intracraneal (Figura 3).

Reporte de histopatologia de la biopsia

Ante el estudio microscopico, se observa la morfologia pa-
pilar con epitelio invaginado en el estroma; en la superficie
se identifica el epitelio de transicion y los quistes mucosos.
Después de los estudios confirmados, se catalogd al caso
como un estadio T4 de Krouse (ver mds adelante), por la
extension de la lesion mas alla de los senos paranasales, en
especial hacia la 6rbita, que producia deformacion del macizo
facial de manera unilateral.

Indicacion quirirgica

Se decide la resolucion quirdrgica con enfoque combina-
do, abierta y endoscépica. Clasificacién de tratamiento de
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Figura 3. Tomografias computarizadas antes y después del tratamien-
to combinado quirdrgico del IP masivo. A) TAC corte coronal antes de
la cirugia y ventana de tejidos blandos; se observa la desaparicion
completa de los senos paranasales en el lado izquierdo. B) TAC corte
axial después de la cirugia; se observan los senos paranasales libres
sin ocupacion. C) Reconstruccion tomogréafica en 3D antes de la ciru-
gia; se observa erosion 6sea general al lado izquierdo con techo y piso
orbitario deformado. D) Reconstruccion tomografica en 3D después de
la cirugia; se observa la correccion anatémica de la cavidad orbitaria,
producto de la intervencion quirdrgica (Fuente: Centro de imagen del
HVCM. Elaborado por autores).

Krouse tipo 1y 4 (ver mas adelante), debido a la ocupacion
masiva de todos los senos paranasales.

Técnica quirirgica

Bajo anestesia general e intubacién oral, se llevé a cabo
una técnica de abordaje bicoronal. Se realiz6 un abordaje
osteoplastico frontal, y asf la totalidad del tumor fue rese-
cado. Posteriormente se corrigio el exoftalmos secundario
mediante osteotomias reconstructivas; al remodelar se
logré liberar el nervio 6ptico del foramen 6ptico, que se
encontraba comprimido (Figura 4).

Se realizé también una reseccién endoscédpica en el seno
maxilar, las celdillas etmoidales, esfenoidales y frontales
para garantizar la eliminacién completa del tumor.

El procedimiento quirdrgico entero se completd sin
complicaciones. La paciente permanecié hospitalizada
durante dos dias; después se mantuvieron controles
ambulatorios y evaluacién endoscépica una vez por
mes, estudiandola cada seis meses por la alta posibilidad
de recurrencia; hasta el momento no se ha encontrado
evidencia de tejido recurrente. El resultado final de la
biopsia del tejido resecado reporté papiloma invertido
(Figuras 1 y 3).

Figura 4. Apariencia intraoperatoria del tumor Pl en abordaje osteo-
plastico frontal. Se realiza una orbitoplastia frontal para exponer de
mejor manera el tejido del Pl desde los senos frontales, el cual se
aprecia de aspecto lobulado y gelatinoso (Fuente: Cirugia y Patologia
del HVCM. Elaborado por autores).

DISCUSION

El problema mas importante del PI es su capacidad de
recurrencia,’ debido a que lesiones persistentes después
de la cirugfa tienden a extenderse. El caso presenta-
do se trata como un PI recurrente, producto de una
reseccién incompleta en las anteriores intervenciones
quirurgicas, donde se le traté como una poliposis. La
morfologia de la lesion es masiva, con afectacion hacia
todos los senos paranasales unilateralmente. La razén
de documentar el caso, a mas de la inusual evolucion,
extension y magnitud de las lesiones, es mostrar el
éxito de tratamiento quirdrgico combinado, inclusive
en lesiones masivas del PI.

Etiologia

Se sabe poco sobre la etiologia del PI; investigaciones mo-
leculares genéticas han demostrado que es una neoplasia
derivada de una unica célula progenitora.®

Una posible etiologfa viral ha sido el foco de muchos estu-
dios. Se encontré ADN de papovavirus,’ donde el principal
es el virus del papiloma humano (VPH); se sospecha de
su asociacion por la evidencia de ADN del VPH en las
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lesiones. Se encontraron diferentes patrones de subtipos
del VPH." Cabe recalcar que no se han hallado en todas
las muestras de tejido biopsiado; esto podria ser debido al
hecho de que se investigaron muestras no recientes, en las
que el ADN viral posiblemente ya habia sido degradado."
La progresién del PI puede estar relacionada con una dis-
minucién insidiosa en la apoptosis mediada por proteinas
reguladoras del crecimiento celular, como la caspasa-3 y
la baja expresion de gelsolina, se observa en mas del 50%
de epitelio del PI con metaplasia escamosa.'?

Por otro lado, podria haber otras causas.”” La inflamacion
cronica se ha asociado con la génesis de PL™ asi como
la exposicién ocupacional a diferentes humos, polvos y
aerosoles, pero deben ser continuos y acumulativos, en
especial de solventes organicos.”” Como factor de riesgo
en la paciente se podria comentar una exposiciéon crénica
a la lefia artesanal.

Anatomopatologia

Los papilomas invertidos tienen dos patrones morfold-
gicos: papilar o exofitico e invertido hacia adentro con el
epitelio invaginado en el estroma subyacente. Histolégica-
mente, los papilomas tienen una proyeccion intramucosa
de células basaloides con diferenciacién escamosa ocasio-
nal. El revestimiento se forma con mas frecuencia por el
epitelio intermedio o de transicion, en las zonas donde la
maduracién escamosa estd presente; la coilocitosis se puede
observar en las capas superficiales. Las células epiteliales
se caracterizan por el abundante citoplasma claro, bordes
celulares diferentes, y por ser anucleadas, a veces binuclea-
das. Una caracteristica distintiva son los quistes mucosos
microscopicos intercalados durante todo el epitelio del P12
Las formas atipicas de grado variable son mas comunes
en las enfermedades recurrentes. La queratinizacién en
un papiloma invertido es infrecuente, y si esta presente,
debe alertar al patélogo de un diagnéstico diferencial con
un tumor maligno.?

Cuadro I. Sistema de clasificacion de Krouse.

Tumor totalmente confinado a la cavidad nasal; el tumor puede
T1 estar localizado en una de las paredes de la cavidad nasal o puede
ser extenso dentro de la cavidad nasal

Tumor limitado alas partes medias y superiores del seno maxilar y/o

T2 afectacion del seno etmoidal con o sin afectacion de la cavidad nasal
El tumor compromete las paredes inferolateral o anterior, o poste-
T3 riores del seno maxilar, el seno esfenoidal y/o en el seno frontal con
o sin afectacién de los senos etmoidales o la cavidad nasal
El tumor se extiende fuera de los limites de la nariz y/o los senos
T4 paranasales para involucrar las estructuras adyacentes y contiguas

(por ejemplo, la 6rbita, compartimento intracraneal o el espacio
pterigomaxilar)

Clasificacion

Recientemente, Krouse'® desarrollé un sistema de clasificacion
basado en la extensién de la afectacion tumoral, dependiendo de
la observacién endoscépica, examenes de TC y RM (Cuadro I).

Imagenologia

Los estudios radiograficos convencionales de los senos
paranasales no diferencian el papiloma invertido de otras
masas sinunasales. E1 PI suele presentarse como una masa
de la region del meato medio con obstruccién asociada
con la unidad osteomeatal. L.a TC coronal suele revelar
opacificacién sinusal secundaria a obstruccion osteomeatal
compleja. Los PI pequefios no muestran cambios 6seos,
haciendo su identificacién muy dificil en las primeras
etapas de la enfermedad. Los grandes PI muestran la re-
modelacién 6sea y el efecto de masa en la region del meato
medio. L.a TC con contraste muestra un tumor lobulado
con el patrén caracteristico cerebriforme en la luz del seno
maxilar;* 10% de los papilomas invertidos muestran calci-
ficacién tumoral y el 40%, atrapamiento 6seo."”

En las imdgenes de resonancia magnética, en la proyec-
cion T'1 se muestra una masa realzada en el meato medio
con extension a seno maxilar o etmoidal. En la imagen
T2 se observa mucosidad contenida en los senos y de alta
intensidad. La recomendacién en estudios de imagen en
papiloma invertido es la TC coronal para la identificacion
del tumor y resonancia magnética T2 para la topografia
del tumor. El riesgo a la alta recurrencia y la propension a
la enfermedad maligna hacen que el seguimiento image-
nolégico sea imprescindible."”

En alrededor del 70% de los casos existen zonas de ero-
sién en la tomografia computarizada. Sin embargo, tal
conclusion es generalmente secundaria a la remodelacion
6sea, debido a la presién del tumor y no a causa de la
invasién tumoral.!®

Causas de recurrencia en Pl

El epitelio anormal del papiloma no sélo se extiende a
los conductos secretores, sino también tiene la capacidad
de propagarse lateralmente en la mucosa nasal adyacen-
te y en los senos paranasales; la sustitucion del epitelio
respiratorio normal es gradual. Esta extension lateral
probablemente explica la alta tasa de recurrencia local
después de la extirpacion de la lesion.? Batsakis cree
que la recurrencia es una expresion de una eliminacién
inadecuada. Otra explicacién probable de la recurrencia
es multifactorial.’ La mayoria de las recurrencias se en-
cuentran cerca de la lesién original, y lo mas probable es
la extension de la enfermedad a través de metaplasia de la
mucosa adyacente. En un estudio prospectivo se evalué
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el postoperatorio de los casos de papiloma invertido, el
cual fue diagnosticado mediante la histopatologia y fue
examinado mediante la endoscopia a intervalos regu-
lares para detectar la recurrencia temprana; la tasa de
recurrencia fue del 38%, y la causa mas probable fue la
cirugfa primaria inadecuada, sobre todo de la polipec-
tom{a nasal. Otra causa es la evidencia de masas ciegas
sin el diagnéstico histopatoldgico previo y sin su corres-
pondiente remocién. También, otra causa importante de
la recurrencia es la afectacion tumoral de las zonas de
dificil acceso de la nariz y los senos paranasales, como el
receso frontal y el seno frontal, seno esfenoidal, el receso
esfenoetmoidal y en la vecindad de la lamina papilicea.?

Resolucion quirirgica

En general, existen cuatro tipos de reseccién quirurgica
para el tratamiento del PI, éstos son:'®

1) Resecciéon agresiva o radical extranasal (rinotomia
lateral y medial maxilectomia, una incisién de
Weber-Ferguson o una técnica de diseccion del
medio-facial).

2) Reseccién conservadora (procedimiento de
Caldwell-Luc o procedimiento de seno etmoidal
transantral).

3) Los procedimientos intranasales no endoscopicos
(etmoidectomia intranasal o mucosa intranasal
resecciones).

4) Los procedimientos endoscépicos endonasales.

El porcentaje de recurrencia para cada procedimiento
es de 18.0, 44.0, 67.3 y 11.8%, respectivamente. Si
bien los procedimientos intranasales no endoscépicos
fueron abandonados debido a las inaceptables tasas
de recurrencia de 20 a 100%, la reseccion extranasal
agresiva tradicionalmente ha sido considerada como
el “estandar de oro™.!0"?

Con la mejoria de las técnicas quirdrgicas e instrumen-
tos quirurgicos, muchos autores ahora apoyan el papel
de la cirugia endoscépica en el tratamiento del PI. En
el estudio de 110 casos de PI durante un periodo de 18
aflos, se concluye que la resecciéon endoscépica se debe
aplicar para garantizar la completa reseccion y asi evitar
recurrencias.” El manejo endoscépico se ha convertido
cada vez mas popular en los ultimos 10 afios, su aplica-
cién en el tratamiento del PI que aborda el seno frontal
y suvia de drenaje (infundibulo frontal y receso frontal)
es poco frecuente. Shohet y Duncavage® trataron con
éxito dos casos de Pl en el seno frontal mediante colga-
jos osteoplasticos y sinusectomia frontal a través de una
incisién en la solapa bicoronal. Chandra et al. aplicaron
en cuatro casos recurrentes el abordaje endoscépico del

seno frontal.?! Recientemente, se informé de seis casos
de PI del seno frontal, los cuales fueron tratados con
éxito por una combinacién de técnicas abierta/endos-
copica (cinco pacientes) versus un enfoque totalmente
endoscopica (un paciente).?

Lawson et al.?* informaron de un 12% la tasa de re-
currencia en la extraccién endoscopica de papiloma
invertido y una tasa de recurrencia del 18% comparable
con una técnica mas agresiva. Pasquini et al.** infor-
maron de una menor tasa de recurrencia de 3% con
la técnica endoscopica y de un 24% con los enfoques
tradicionales. Los abordajes endoscépicos tienen una
baja tasa de recurrencia, como también lo fue demos-
trado por otros estudios.?**

El papiloma invertido implica la pared inferomedial
del seno frontal. Un procedimiento conocido como
Lothrop modificado es el mas util en estos casos,
mientras que en la afectacién lateral superior de los
senos frontales se prefiere un colgajo osteoplastico,
pues se obtiene una mejor exposicion de los tejidos al
ser resecados.?

LLa mayoria de las recurrencias se observan dentro de
los primeros cinco afios después del diagndstico, pero
algunas lesiones reaparecen incluso después de 10
afios. La prediccién de recurrencia no se puede hacer
mediante el examen microscopico.” En el analisis de
una serie de Mirza et al.?”” observaron que las tasas de
recidiva fueron del 12.8% para los procedimientos
endoscépicos, 17% para la rinotomia lateral con maxi-
lectomia medial y 34.2% para las resecciones limitadas,
como la polipectomia nasal y los enfoques Caldwell-
Luc. Ellos estiman que el potencial de malignidad de
la enfermedad recurrente fue de hasta el 11%.2
Cuando el tumor se localiza en un lugar por debajo
del seno frontal y su via de drenaje, se puede resecar
mediante microdebridador en dngulo® o por forceps
frontales. De no ser asi, es decir, en aquellos PI ma-
sivos, un enfoque combinado endoscépica/abierta®
o un colgajo osteoplastico con o sin la obliteracion®
pueden ser aplicados con resultados exitosos. Cuan-
do el tumor se localiza en la via de drenaje frontal,
todavia habria una posibilidad de que sea erradicado
endoscépicamente.?®

Las lesiones combinadas de papiloma y carcinoma se
dividen en tres categorfas histolégicas. En el primer
grupo, el carcinoma y el papiloma invertido ocupan la
misma regién anatémica, pero no hay evidencia de que
el papiloma ha dado lugar al cancer. Los papilomas con
un foco de carcinoma invasivo forman el segundo gru-
po. La tercera categoria estd representada por los pacientes
que después del tratamiento de un papiloma invertido de-
sarrollan cancer invasivo sin exhibir una prueba mas de los
papilomas. En una serie de 15 casos, Batsakis observo
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que la variedad de carcinoma de células escamosas es
mas frecuente en la primera y la segunda categoria.’
No existen criterios para predecir que los papilomas
desarrollaran carcinomas. La frecuencia con la que se
repiten los papilomas, asi como la longitud de tiempo
entre las recurrencias, no se correlaciona con el riesgo
de carcinomas posteriores.?

Una serie de 29 pacientes durante un periodo de siete
aflos propone como criterios de eleccidén quirdrgica
para el PI recurrente el tratamiento endoscopico cuan-
do es limitado a la cavidad nasal, el seno etmoidal y el
seno frontal. En cuanto a los tumores que surgen en el
seno maxilar medial, se debe adicionar la maxilectomia
maxilomedial o una cirugia de Caldwell-Luc. La con-
sideracién cuidadosa se debe dar a un procedimiento
endoscoépico en IP invasivo del seno frontal por la
recurrencia que puede haber en esta ubicacion.”

CONCLUSION

El Papiloma invertido es un tumor muy mencionado en
la literatura, no asi el tratamiento combinado para sus
lesiones masivas; numerosas técnicas quirdrgicas han sido
descritas a partir de los procedimientos endoscépicos no
intranasales agresivos o la reseccion radical que incluye
rinotomfia lateral, maxilectomia medial, incision de Webet-
Ferguson, técnica de diseccion mediofacial, procedimiento
Cadwell-Luc o procedimiento transnasal del seno etmoi-
dal. El tratamiento endoscépico transnasal ha ganado
gran popularidad en los ultimos afios; se utiliza para los
papilomas que se encuentran en la nariz, las cavidades
nasales y los senos frontales y, aun en sus vias de drenaje.
La versatilidad de esta técnica permite no sélo un trata-
miento exclusivo y menos traumatico, sino que también
permite la combinacién con técnicas quirdrgicas abiertas
enlos casos mas extremos. Cuando estan afectados el seno
frontal y las 6rbitas, inevitablemente requiere el uso de una
técnica combinada endoscépica y el abordaje abierto, lo
que reduce la posibilidad de recurrencia y permite el éxito
predecible en los casos en que el tumor ha llegado a las
zonas de dificil acceso por procedimientos endoscopicos.
El presente es un ejemplo de éxito y la previsibilidad de un
enfoque abierto-endoscopico bien combinados en un caso
en que era imposible un tratamiento mediante un tnico
enfoque. La combinacién de estas dos técnicas mejora el
resultado final, el logro de una exposicién completa del
campo quirargico, y permite una reseccion total del tumor.
Los resultados finales mejoraron notablemente en cuanto
tiene que ver con la apariencia, pues el desplazamiento se-
vero del globo ocular y la proptosis se corrigieron después
de la intervencion; ademas, la TC postquirtrgica evidencio
la liberacién total de estructuras éseas y blandas ocupadas y
comprimidas; existieron también éxitos en cuanto tiene que

ver con los resultados funcionales, donde la paciente mejoré
radicalmente su agudeza visual, aunque se recomendé el
trasplante de cornea para favorecer ain mas su mejorfa. Lo
importante es la vigilancia a la paciente por lo menos durante
los cinco primeros afios, periodo en donde se puede proveer
una recurrencia; por lo tanto se recomendé consultas cada
seis meses durante ese periodo con vigilancia endoscopica.
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