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RESUMEN

Introduccion: El papiloma invertido es una neoplasia relativamente rara de la cavidad nasal
y los senos paranasales. Se considera un tumor benigno pero su comportamiento biologico
no es tan benigno por su crecimiento local agresivo, alta tasa de recurrencia y riesgo de
transformacion maligna con asociacién a carcinoma.

Objetivo: Describir caso clinico con diagndstico de papiloma invertido rinosinusal.

Caso clinico: Paciente femenina, 57 afios de edad. Refiere presentar desde hace
aproximadamente 7 afos cuadros de obstruccién nasal asociado a proptosis del ojo
izquierdo. Al examen fisico se constata masa tumoral exofitica que ocluye totalmente las
dos fosas nasales.

Conclusiones: El tratamiento quirdrgico recomendado para estos casos es el abordaje
endoscopico endonasal combinado con abordajes externos (convencional o mini
trepanacion endoscopica). La radioterapia de intensidad modulada puede ser de gran
utilidad en pacientes con enfermedad resecada de manera incompleta.

Palabras clave: papiloma; endoscopia; virus del papiloma humano.
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ABSTRACT

Introduction: Inverted papilloma is a relatively rare neoplasm of the nasal cavity and
paranasal sinuses. It is considered a benign tumor, but its biological behavior is not so
benign due to its aggressive local growth, high rate of recurrence, and risk of malignant
transformation associated with carcinoma.

Objetive: To describe a clinical case with a diagnosis of inverted rhinosinusal papilloma.
Clinical case: A 57-year-old female patient who reported presenting symptoms of nasal
obstruction associated with proptosis of the left eye for approximately 7 years. Physical
examination reveals an exophytic tumor mass that completely occludes both nostrils.
Conclusions: In these cases, the recommended surgical treatment is the endonasal
endoscopic approach combined with external approaches (conventional or mini endoscopic
trepanation). Intensity-modulated radiation therapy can be very useful in patients with
incompletely resected disease.

Keywords: papiloma; endoscopy; human papillomavirus.
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Aceptado: 14/08/2022

Introduccion

El papiloma invertido (PI) es una neoplasia benigna de los senos paranasales localmente
agresiva con alto potencial de recurrencia y de malignizacion. La primera publicacion la
realizd6 Ward en 1854. Ringertz en 1938 describié en forma detallada la histologia de este
tumor y Respler en 1987 relaciono su etiologia con un agente viral. 2

Se han propuesto diversos factores predisponentes tales como: procesos atdpicos,
inflamacidn cronica y exposicion ocupacional, aunque ninguno de ellos con clara asociacion
como lo seria la infeccién por el virus del papiloma humano (VPH). Todos los datos apuntan
en la direccion de una etiologia viral, habiéndose encontrado integradas dentro de las células
tumorales secuenciales del ADN del VPH, fundamentalmente los tipos 6, 11 y 16, entre el
19 y 76 % de los casos, sin embargo, no aparecen nunca en la mucosa de personas

normales.®
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Suelen surgir del complejo etmoideo lateral de la pared nasal, aunque han sido reportados
como sitio de origen la nasofaringe, orofaringe, oido medio, tabique nasal, conducto
lacrimal y el seno frontal, esfenoidal y maxilar.*%

A pesar de ser una lesion benigna, tres caracteristicas de este tumor definen la tasa de
recurrencia, la agresividad local y el potencial de transformacion maligna como son; la
atipia, la displasia y el carcinoma in situ o carcinoma de células escamosas.?%

La invasién local suele causar destruccion 6sea y la extension intracraneal es dificil ante
ausencia de transformacién maligna de la misma. Si esto ultimo sucede, suele ser un desafio
quirdrgico debido a la necesidad de reconstruir la base anterior del craneo y lograr la
exéresis del mayor tejido posible ya que el prondstico de los pacientes con extension
intracraneal, depende en gran medida de la extension de la reseccion y el grado de invasién
dural. Es el mas frecuente y representativo de tres tipos de papilomas intranasales
clasificados por la Organizacion Mundial de la Salud (OMS), constituyendo del 1 al 4 % ©
Por la capacidad de transformar su histologia y la posibilidad de extenderse a otras regiones
aledafas se decidié como objetivo describir un caso clinico con diagnéstico de papiloma

invertido rinosinusal.

Caso clinico

Paciente femenina de 57 afios de edad con antecedentespatoldgicos personales de
hipertension arterial esencial y diabetes mellitus tipo Il de reciente diagndstico, controlada
farmacologicamente. Refiere presentar desde hace aproximadamente 7 afios, cuadros de
obstruccion nasal asociado a proptosis del ojo izquierdo, corroborandose en estudios de
imagenes de tomografia contrastada (TC) de senos paranasales y nasofaringe, una masa de
aspecto quistico que ocupaba en ese entonces los senos maxilares, etmoidales y frontales
izquierdos, ademéas de una ligera proyeccion hacia la cavidad orbitaria ipsilateral,
ocasionando la proptosis del ojo izquierdo, por lo que se le practicé tratamiento quirargico
convencional, realizandose técnica de Caldwell Luc con etmoidectomia izquierda de Ermiro
de Lima y excéresis de la lesion frontal por craneotomia, obteniéndose en el posoperatorio
mejoria en su cuadro clinico y disminuyendo notablemente la proptosis del globulo ocular.
Hace 4 afios la paciente comienza nuevamente con aumento del glébulo ocular,

presentandose esta vez, de forma bilateral e insidiosamente se fue instaurando ademés una
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obstruccion nasal asociada con un ensanchamiento de la region frontal y nasogeniana, por
lo que acude a consulta presentando un cuadro de celulitis supraorbitaria, siendo valorada
por la especialidad de oftalmologia, la cual decide su internamiento para estudio y

tratamiento (Fig. 1).

b S h

Fig. 1 - Paciente con proptosis y celulitis supraorbitaria asociada.

Se sugiere interconsulta con la especialidad de otorrinolaringologia, donde se corrobora un
gran tumor paranasosinusal, por lo que se indican otros estudios complementarios
imagenologicos (TC contrastada de craneo, senos paranasales y nasofaringe) e histolégicos
para tomar biopsia por ponche de la lesionnasal.

Datos positivos al examen fisico:

Cara: ensanchamiento de la tabla anterior delos huesos maxilary frontal, con la
correspondiente proptosis y fascie de cara de sapo.

Otoscopia: ambos conductos auditivos externos sin alteraciones, membranastimpanicas
opacas Yy ligeramente retraidas.

Orofaringoscopia: pared posterior faringea ligeramente eritematosa con granulaciones,
amigdalas palatinas cripticas grado Il y se constata abombamiento del paladar blando, el
cual esta fijo y no se desplaza hacia arriba al fonar la paciente.

Tactofaringeo: En la nasofaringe se palpa masa exofitica friable, duro-elastica y de gran

tamanfo.
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En la rinoscopia anterior: Se observa masa tumoral que ocluye totalmente las dos fosas
nasales impidiendo el examen rinoscépico, de caracteristicas similares a la de la
nasofaringe. En la posterior: se observa la misma lesion.

Cuello: clinicamente libre de adenopatias.

Se observa en la TC simple, una imagen expansiva de densidad variable entre 21 y 45 UH,
en un estudio por contraste hasta 99 UH, con realce heterogéneo, mas acentuado a nivel de
las células etmoides y cavidad nasal.

La lesién ocupa los senos esfenoides, maxilares, senos frontales y células etmoidales, abulta
y afila marcadamente la tabla interna y sobresale hacia el I6bulo frontal izquierdo,
comprimiendo y colapsando parcialmente la diafisis frontal ipsilateral. La lesion sobresale
hacia la cavidad orbitaria izquierda, provocando proptosis y compresion del musculo recto
superior.

También ocupa la cavidad nasal, nasofaringe y orofaringe, comprime el paladar blando en
la parte inferior, ademas existe engrosamiento de la piel a nivel de los parpados, region
superior derecha y frontal, con presencia de enfisema subcutaneo, que comunica con el seno
frontal derecho. Existe defecto 6seo frontal, con artefactos metalicos, secundario a cirugia
previa. Hay grandes calcificaciones de la hoz cerebral.

Se interviene quirtrgicamente realizando drenaje de la lesion frontal supraorbitaria (Fig. 2).

Fig. 2 - Paciente con proptosis bilateral y fistula de drenaje.
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Diagnostico histologico: papiloma invertido (Fig. 3).
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Fig. 3 - Cortes histoldgicos de la lesion extraida. A la izquierda, aspecto microscopico de bajo
aumento (10x) de lesion papilomatosa con inclusion de tejido dseo. A la derecha, epitelio
respiratorio superior con crecimiento endofitico y de aspecto papilar.

Diagndstico topografico. sitios:
1- Senos paranasales bilaterales:
e Esfenoides
e Celdillas etmoidales
e Maxilares

e Frontales

N
1

Nasofaringe

3
4
5

Fosas nasales

Cavidad orbitaria izquierda

Tabla interna del 16bulo frontal, la cual protruye

Estadiamiento: Etapa IV de la enfermedad

Discusion
El papiloma invertido es una neoplasia benigna del epitelio schneideriano de las vias aéreas
superiores con una incidencia de 0,6/100.000 personas al afio y comprenden entre 0,5y 4%
de los tumores nasales primarios aproximadamente.
Se presenta en general entre la 5%y 7™ década de vida con una prevalencia de hombres
sobre mujeres de 2:1 a 8:1. de manera unilateral. Histolégicamente deriva de la mucosa de
la cavidad nasal.
Su diagnostico se realiza demostrando la inversion caracteristica de la hiperplasia epitelial,

con su membrana basal intacta, mucocitos intercalados y ciertos grados de atipia celular.®”

Esta obra esta bajo una licencia https://creativecommons.org/licenses/by-nc/4.0/deed.es ES



https://www.ncbi.nlm.nih.gov/pmc/articles/PMC5799940/#ref7

€CIMED Revista Cubana de Otorrinolaringologia y Cirugia de Cabeza y Cuello. 2022;6(3):e376

, EDITORIAL CIENCIAS MEDICAS

Excepcionalmente se ha informado la enfermedad bilateral con tasas que oscilan entre 2 %y 7
%. Se desconoce si la enfermedad bilateral es producto de la extension directa de una lesion
inicialmente unilateral o se debe a la presencia de dos lesiones independientes. Se ha sugerido
que la presentacion del papiloma invertido en ambos lados podria ser el resultado de la extension
de la lesion por metaplasia de la mucosa adyacente, pero no se ha informado que la afectacion
bilateral venga acompafiada de una invasion del tabique nasal o de las paredes sinusales
mediales.®

En el caso que se presenta, se observé en los estudios de radiologia, que la lesion recurrente
bilateral era extension de una lesién unilateral, posiblemente resecada de manera
incompleta, no diagnosticada correctamente desde el punto de vista histopatolégico y que
no tuvo el seguimiento posoperatorio apropiado.

La invasion intracraneal es sumamente infrecuente. En un estudio de Miller 1469 casos
fueron revisados y solo cinco casos demostraron una extension hacia la fosa craneal
anterior.® En los casos de papilomas invertidos con extension intracraneal, la reseccion
craneofacial es la técnica descripta con mejores resultados reportados.

De cualquier forma, es dificultoso evaluar la eficacia de la reseccion craneofacial y
compararla con otras modalidades de tratamiento debido a los casos limitados con
seguimiento a largo plazo y la escases casuistica.®

La persistencia de células intracraneales residuales casi invariablemente conducira a la
recurrencia y a la invasion dural, por lo que el tratamiento conservador debe ser evitado, y
se reserva solo para los pacientes con lesiones irresecables o con comorbilidad grave que
limitan la esperanza de vida. La radioterapia adyuvante parece ofrecer algunos beneficios,
particularmente en los casos avanzados, o con reseccion incompleta.%9

El riesgo de recurrencia del papiloma invertido oscila entre 12 y 15 % en las series mas
homogéneas. La mayoria de los cirujanos coinciden en que el factor que determina el riesgo
de recurrencia es la reseccion incompleta de la lesion, que debe incluir aquella mucosa con
cambios celulares no perceptibles en visidon macroscépica. Por lo tanto, para reducir el
riesgo de recurrencia y evitar la realizacion de resecciones quirurgicas repetidas, se debe
realizar una reseccion completa de la mucosa afectada, asi como del mucoperiostio
involucrado, hecho al que ayuda la localizacion preoperatoria del punto de origen del
tumor.(lO,ll,lZ)

Tras la primera recurrencia del papiloma invertido el riesgo de futuras recidivas asciende a

casi el 60 %. Ademas, se ha estimado que los porcentajes de recidiva ascienden hasta el 78
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% en caso de resecciones quirargicas incompletas (polipectomia, escision local). Por lo
tanto, la eleccion de la técnica quirdrgica debe responder en primer lugar al principio de
radicalidad para reducir la posibilidad de recurrencia y en segundo término, minimizar la
morbilidad resultante del proceso quirdrgico. %113

Tradicionalmente, el abordaje externo mediante maxilectomia medial por rinotomia lateral
o el “degloving” mediofacial ha sido considerado el tratamiento de eleccion en el papiloma
invertido, con un porcentaje de recurrencias muy bajo, de un 2 % en el caso de la serie
descrita por Vrabec en la que se realizaba rinotomia lateral con incision de Weber-Ferguson
modificada, con una media de seguimiento de casi 9 afios.(1114

Sin embargo, el abordaje puramente endoscopico del papiloma invertido, propuesto en 1981
por primera vez por Stammberger ha ganado consideracion en los ultimos afios debido a la
reducida morbilidad que produce en comparacion con el abordaje externo.

Actualmente, el abordaje endoscépico permite en manos expertas, la reseccion completa del
tumor, incluso en localizaciones desfavorables tales como la pared anterior y el suelo del
seno maxilar, que antes requerian la realizacion de un procedimiento de Caldwell Luc, y
que a partir de los afios noventa se sustituy6 por la maxilectomia medial endoscopica.

La gran ventaja del abordaje endoscopico en este tipo de lesiones es la reduccion de la
morbilidad operatoria, con ausencia de cicatrices faciales, ingreso hospitalario de menor
duracion que en el caso de abordaje externo y una reduccion de los sintomas postoperatorios
tales como dolor y disestesia, si bien es cierto que las técnicas endoscdpicas no estan exentas
de secuelas postoperatorias. Por ejemplo, la maxilectomia medial endoscépica implica la
reseccion de la pared medial del seno maxilar, el cornete inferior y el conducto nasolacrimal,
motivando el desarrollo de técnicas endoscopicas de preservacién del drenaje lagrimal que
prevengan los efectos de este tipo de resecciones.

No obstante, la vision endoscépica proporciona una amplificacion de la visualizacion del
tejido, facilitando la discriminacion entre tejido sano o tumoral. Ademas, la utilizacion de
endoscopios de 45 y 70 grados ha permitido, una mejor visualizacion de aquellas areas
consideradas de dificil acceso, por lo que es posible que en futuras revisiones se muestre
una disminucion del porcentaje de recurrencia del papiloma invertido intervenido mediante
abordaje endoscopico respecto al abordaje externo.0:11)

De hecho, el meta analisis realizado por Busquets y Hwang apoya que el abordaje
endoscdpico es el mas recomendado en pacientes con papiloma invertido nasosinusal, con

la excepcidn de aquellos casos que presentan cicatrizacion del receso frontal, distorsion
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anatomica secundaria a una intervencion previa, enfermedad muy avanzada y malignidad
asociada.

Sin embargo, gracias a la adaptacion de las nuevas herramientas de cirugia endoscopica
nasosinusal en manos de cirujanos experimentados, cada vez es mas habitual que se realice
la exéresis completa de tumores con implicacion del seno frontal, las regiones de mas dificil
acceso del seno maxilar, y extensiéon intracraneal. Este hecho marca una tendencia
progresiva al tratamiento endoscépico del papiloma invertido nasosinusal.

Aunque la dificultad para extraer la pieza quirurgica en “monobloc” produce en algunos
especialistas reticencias respecto al tratamiento endoscdpico nasosinusal, se ha demostrado
que, mientras se realice una diseccion subperidstica de la lesion con eventual fresado del
hueso osteitico en el punto de insercion, la reseccién amplia del papiloma con un margen
adecuado de tejido sano y la evaluacion histoldgica intraoperatoria de los margenes de
reseccion en caso de dudas, no es necesaria la extraccion del espécimen en una sola pieza,
pudiendo realizarse una “peace-meal removal”-si se respetan estos principios.®

Por otra parte, la utilizacién de microdesbridador en la reseccion de estas lesiones puede
proporcionar una mejor visualizacion de la cavidad durante el procedimiento, pero se
desaconseja por el riesgo de infradiagnosticar focos de malignizacion en el interior del
papiloma, por lo que se prefiere la fragmentacion secuencial del tumor en varios fragmentos
(habitualmente tres) lo que proporciona una muestra histopatoldgica mas facil de
evaluar.**?

Por otra parte, el uso de herramientas de visualizacion computarizada durante el
procedimiento quirdrgico endoscOpico puede resultar de utilidad, aunque no han
demostrado hasta la fecha mejorar el resultado postoperatorio global.%)

En el momento actual, la tasa de recurrencia en papiloma invertido intervenido mediante
abordaje externo oscila en torno al 17- 20 %, mientras que a través de abordaje endoscopico
ronda el 9 %. Esto pone de manifiesto que el desarrollo de la técnica endoscopica ha
conllevado una mejoria significativa del resultado global en el manejo del papiloma
invertido.(012)

Se considera que el riesgo de recurrencia depende de distintos factores tales como la
localizacion del tumor, la extensién, la histologia, la multicentricidad, la técnica de
reseccion y la duracién del seguimiento. Por otro lado, el riesgo de recurrencia se hace aln
mayor tras cirugias de revision, posiblemente por la dificultad de acceso al lugar de

reseccion en estos casos.La mayoria de casos de recurrencia en papiloma invertido sucede
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a partir de los 9 meses después de la reseccion quirdrgica, por lo que el seguimiento de estos
pacientes debe ser estrecho y prolongado en el tiempo, mediante evaluacion endoscépica y
Resonancia Magnética Nuclear (RMN) de control.®?)

En el tratamiento del papiloma invertido encontramos diversos criterios en las bibliografias
consultadas, acerca de la utilizacion de la radioterapia y quimioterapia como tratamiento
adyuvante o de induccién y/o de reduccién tumoral, en estas lesiones secombina distintos
abordajes segln el tamafio, la extension y el compromiso del tumor.?

La radioterapia (RT) estd indicada cuando el papiloma invertido est4d asociado con
malignizacion, pero también ha sido utilizada en pacientes sin malignizacion histologica.®
En el pasado se afirmaba que la RT aumentaba el riesgo de transformacion anaplésica de
los papilomas invertidos. Sin embargo, este argumento ha sido rebatido por algunos
autores.®9 Las técnicas de RT moderna, como la de intensidad modulada, han sido de gran
utilidad en el tratamiento de pacientes que no quieren 0 no pueden someterse a cirugia, en
pacientes con lesiones avanzadas, agresivas o incompletamente resecadas, cuando hay
malignizacion asociada o en pacientes con recurrencias tempranas.®

La quimioterapia adyuvante puede utilizarse en casos establecidos de malignidad. La
capacidad de recurrencia de los papilomas invertidos y el riesgo de la malignidad asociada
enfatizan la importancia de la escision amplia y el seguimiento de por vida en los pacientes
afectados.

Las recidivas pueden presentarse precoz o tardiamente con respecto a la extirpacion inicial,
por ello es importante el seguimiento endoscopico riguroso, con estudios de TC de senos
paranasales periédicos, de por vida. Es recomendado el seguimiento a largo plazo en un
periodo minimo de 5 afios, comprendiendo endoscopia con exploracién de fosas nasales y
senos paranasales, dada la capacidad de este tumor a recidivar incluso, a intervalos mayores
a 5 afios del tratamiento realizado.?

El caso presentado es un papiloma invertido inusual ya que es un tumor nasosinusal gigante,
recidivante de manera bilateral y con extension intracraneal e intraorbitaria y que no cuenta con
grado de malignizacion de la lesion en los estudios histologicos realizados, aunque se encuentra
pendiente a estudios inmunohistoquimicos, por lo que se propuso como tratamiento electivo la
cirugia combinada con implementacion de técnicas endoscdpicas endonasales y abierta mediante
craneotomia anterior, abarcando asi la totalidad de la lesion.

La clasificacion anatomo-patoldgica realizada por la OMS sobre los papilomas

schneiderianos, cuya ultima actualizacion fue en el afio 2017, describe tres tipos
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histologicos: los papilomas invertidos, los papilomas exofiticos o evertidos y los papilomas
oncociticos. De estos, los PI son los mas frecuentes y con la mayor tasa de malignizacion,
un 2 - 27 % frente a un 4 — 17 % en los oncociticos o practicamente nula en los exofiticos.
Sin embargo, la relacion con el VPH se ha demostrado a la inversa. El papiloma exofitico
ha resultado ser el més relacionado con el VPH, si bien la mayoria de las veces se han
detectado los tipos 6 y 11, ambos de bajo riesgo; por el contrario, los oncociticos no han
sido relacionados con estos tipos.

Otro tipo de clasificacion histoldgica de este tumor teniendo en cuenta la variante
histoldgica es; papiloma invertido del 1 al 4 %, de células cilindricas y papiloma fungiforme
del 0,3 al 1 % respectivamente.®?

HYAMS en el afio 1971 también los clasificd segun su histologia en: invertido (en el cual
el epitelio se invagina en el estroma subyacente con una membrana basal bien definida) del
1 al 4 %, exofitico (con proyecciones papilares acompafiados por estroma) y mixtos del 0,3
al 1 % respectivamente.®

Segun la frecuencia en la localizacion tumoral, las celdillas etmoidales ocupan un 48 %, los senos
maxilares un 28 %, los senos esfenoidales un 7,5 %, los frontales, el septum nasal y el cornete

inferior un 2,5 % respectivamente y otras localizaciones un 9 %.®

Segun el estadiamiento tumoral el més aceptado es el de Krouse:(®

Tipo 1. Tumor confinado a la cavidad nasal.

Tipo 2. Tumor que afecta el complejo osteomeatal, las celdas etmoidales y/o las porciones
medial y superior del seno maxilar.

Tipo 3. Tumor que afecta las porciones lateral o inferior del seno maxilar, o los senos
esfenoidal o frontal.

Tipo 4. Tumor con extension extranasal o extrasinusal afectando a estructuras adyacentes,

o cualquier tumor con degeneracion maligna asociada.

Se concluye que en estos casos el tratamiento quirdrgico recomendado es el abordaje
endoscopico endonasal combinado con abordajes externos (convencional o mini
trepanacion endoscopica). La radioterapia de intensidad modulada puede ser de gran
utilidad en pacientes con enfermedad resecada de manera incompleta.
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