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Sometimiento
Aprobacién

Tongue Neurilemoma (Schwannoma)with 16 Year Evolution: Case Report

RESUMEN

El schwannoma, descrito por primera vez por Ackerman y Taylor en 1951, también
conocido como neurilemoma, es una variante histolégica rara que deriva de la vaina
neural. Son poco comunes en la cavidad oraly a menudo no se consideran en el diagnds-
tico diferencial, lo que puede retrasar el tratamiento. El pronédstico generalmente es
favorable, dependiendo de la completa exéresis del tumor, ya que poseen una tasa de
recidiva muy baja. A nivel general, la mayoria de los schwannomas, tanto extracraneales
como intracraneales, son benignos, con una tasa de malignidad estimada en un 5%.
Se describe el caso de un paciente masculino de 27 anos, sin antecedentes sistémicos
relevantes, con un diagnéstico presuntivo de neurilemoma en la lengua, el cual lleva 16
afnos de evolucién. Este diagnéstico se confirma mediante un estudio histopatolégico
realizado a través de una biopsia excisional bajo anestesia local, sin complicaciones.
Actualmente, el paciente lleva dos anos de seguimiento sin presentar eventualidades ni
signos de recidiva. Con base en este caso clinicoy la revisién de la literatura, se plantea
la necesidad de investigaciones adicionales para comprender mejor la naturaleza de
los schwannomas orales, incluyendo su incidencia, caracteristicas clinicas, opciones de
tratamiento y seguimiento a largo plazo. Ademaés, seria relevante investigar la relacién
entre la ubicacion del tumory el prondstico del paciente, asi como el desarrollo de es-
trategias de diagndstico precoz que permitan una intervencién temprana y un mejor
manejo de esta patologia en la cavidad oral.
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ABSTRACT

Schwannoma, also known as neurilemoma, is a rare histological variant derived from
the neural sheath. It was first described by Ackerman and Taylor in 1951. These tumors
presentasbenign peripheralneoplasmsoriginating from nervous tissue, excluding optic
and olfactory nerves. They are uncommon in the oral cavity and often not considered in
the differential diagnosis, which can delay treatment. Prognosis is generally favorable,
depending on complete tumor excision, as they have a very low recurrence rate. Overall,
the majority of schwannomas, both extracranial and intracranial, are benign, with an
estimated malignancy rate of 5%. We describe the case of a 27-year-old male patient,
with no relevant systemic history, with a presumptive diagnosis of neurilemoma
in the tongue, which has been evolving for 16 years. This diagnosis is confirmed by
histopathological study through an excisional biopsy under local anesthesia, without
complications. Currently, the patient has been followed up for two years without
experiencing any events or signs of recurrence.Based on this clinical case and literature
review, there is a need for further research to better understand the nature of oral
schwannomas, including theirincidence, clinical characteristics, treatment options, and
long-term follow-up. Additionally, it would be relevant to investigate the relationship
between tumor location and patient prognosis, as well as the development of early
diagnosis strategies allowing for early intervention and better management of this
pathology in the oral cavity.

Key words: Schwannoma; Neurilemoma; Tongue; Neoplasia; Oral Cavity.
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Introduccion

El schwannoma, también conocido como neurilemoma, es una variante histolégica rara
que deriva de la vaina neural. Este tipo de tumor fue descrito por primera vez en 1951 por
Ackermany Taylor (1), quienes realizaron una revision de 48 neoplasias de tejido nervioso
periférico del térax. En su estudio, destacaron diez casos caracterizados por cambios
degenerativos, lo que representaba una diferencia notable con respecto al schwannoma
comun descrito anteriormente por Verocay y Virchow en 1908. La rareza de esta neopla-
sia en la cavidad oral es un aspecto relevante a considerar, ya que a menudo no se incluye
en el diagnéstico diferencial de lesiones orales, lo que puede retrasar su tratamiento
adecuado. A pesar de su baja incidencia, su potencial de afectar estructuras vitales en la
cabezay el cuello, asi como su asociaciéon con sindromes genéticos, hacen que su estudio
sea de gran importancia clinica y cientifica.

En principio, se presentan como neoplasias benignas periféricas que se originan a partir
deltejido nervioso, con la excepcidn de los nervios épticosy olfatorios (1), (2). Histoldgica-
mente incluyen células de schwann neoplasicas, axones, macréfagos, células t, fibroblas-
tos, vasos sanguineos y una matriz extracelular (3). Estos representan aproximadamente
el 5% de todas las neoplasias benignas de los tejidos blandos y son solitarios en el 90% de
los casos. Alrededor del 25% al 45% se localizan en cabezay cuello,del 1 al 12% de estos
ocurren intraoralmente, donde la lengua es el sitio méas comun. Las lesiones miltiples en
el mismo paciente podrian asociarse con alteraciones sindrémicas como neurofibromato-
sis tipo 2 (NF2), schwanomatosis y complejo de Carney (4).

En cuanto al aspecto clinico es de crecimiento lento y no agresivo, asintomatico en lesio-
nes de menos de 5 cm. En lesiones mayores puede referir dolor; sin embargo, es poco
frecuente y se debe a la invasién con otras estructuras bucales; el tipo mas comun es
el submucoso, que se presenta bien definido, encapsulado, de consistencia firme, vy
aparenta un quiste; el otro tipo es el no encapsulado y se ubica debajo de la capa basal de
la membrana mucosa (5).

Como elemento de estudio, se reporta el caso de un paciente masculino de 27 afos de
edad, con aumento de volumen en cavidad oral de 16 afios de evolucidén, tratado mediante
escisién quirdrgica bajo anestesia local y con un seguimiento a 2 anos sin datos de recidiva.

Considerando la presentacion clinica y el desarrollo evolutivo del schwannoma oral en
el paciente en cuestidn, se plantea la hipdtesis de que este tipo de neoplasia benigna
presenta un crecimiento lento y no agresivo, con un potencial de proliferacién expo-
nencial limitado y en ausencia de complicaciones o factores desencadenantes adiciona-
les. Esta hipdtesis se sustenta en la literatura existente, la cual indica que los schwan-
nomas son tumores benignos periféricos que, por lo general, exhiben un crecimiento
lentoy pueden permanecer asintomaticos durante periodos prolongados, especialmente
cuando son de pequeno a mediano tamano.

Sin embargo, a medida que el tumor aumenta de tamano, puede ocasionar sintomas
como dolor, debido a la presién que ejerce sobre las estructuras circundantes.
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Presentaciéon de caso clinico

Se trata de un paciente masculino de 27 anos de edad sin antecedentes sistémicos ni aler-
gias a medicamentos, quien acude al servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial del Hospi-
tal Regional “General Ignacio Zaragoza” del Instituto de Seguridad y Servicios Sociales
de los Trabajadores del Estado, de la Ciudad de México. El paciente presenta aumento
de volumen en lengua, de 16 anos de evolucién, con un crecimiento exponencial en los
Gltimos 6 meses. A la exploracion fisica, el paciente es normocéfalo, sin endostosis ni
exostosis palpables. Las pupilas son isocéricas y normorefléxicas, con una pirdmide nasal
central y simétrica. Los movimientos faciales estdn conservados, asi como la apertura
oral. El cuello es cilindrico y la trdquea desplazable, sin presencia de masas ni adenome-
galias. En la exploracion intraoral, el paciente es asintomatico a la digitopresidn, sin datos
clinicos de parestesia. Se observa una asimetria debido a un aumento de volumen en la
region ventral de la lengua, de consistencia firme, desplazable a la manipulacién, con una
base sésil, aproximadamente 3 cm de longitud por 1.5 cm de ancho, de color similar a los
tejidos adyacentesy negativo a la vitopresion (Ver Figura 1).

Figura 1. Aumento de volumen en regién ventral lado derecho.

Fuente: base de datos del servicio de Cirugia Oraly Maxilofacial del Hospital Regional “General Ignacio Zaragoza”.

Previo estudio de puncién por aspiracién con aguja fina y ejercicio de vitopresién para
descartar lesién de tipo vascular, no se obtuvo contenido alguno por lo que se realiza
biopsia excisional de la lesién. Tras consentimiento informado, previa historia clinica, bajo
anestesia local, previa asepsia y antisepsia y colocacién de campos estériles, se infiltra
lidocaina 2% con epinefrina 1:100,000 Ul. Posteriormente, se realiza incisién en hueso de
1.5 cm aproximadamente con margenes de 0.5 mm de seguridad y por diseccién roma por
planos con pinzas Haslted, preservando la integridad de las arterias raninas (Ver Figura
2) hasta la excisién completa de la lesién (Ver Figura 3), sin incidentes ni complicaciones.

Figura 2. Disecciéon roma con pinza Halsted, cuidando
la integridad de las arterias raninas.

Fuente: base de datos del servicio de Cirugia Oraly Maxilofacial del Hospital Regional “General Ignacio Zaragoza”.
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Figura 3. Excéresis completa de la lesién, con dimensiones
de aproximadamente 4 cm x 3 cm.

Fuente: base de datos del servicio de Cirugia Oraly Maxilofacial del Hospital Regional “General Ignacio Zaragoza”.

Adicional, se comprueba hemostasia. Posteriormente, se realiza sinéresis de la herida
por planos con acido poliglicélico 3-0 y se envia muestra sumergida en formol 10% para
estudio histopatoldgico. Se prescribe clindamicina 300 mg via oral cada 6 horas por 7 dias,
paracetamol 500 mg via oral 2 tabletas cada 6 horas e ibuprofeno 600 mg via oral cada
8 horas, con las respectivas indicaciones postoperatorias. Paso siguiente, el paciente es
egresado a control de condiciones generalesy se cita para seguimiento 7 dias posteriores
alaintervencion, en la cual refieren minimo malestar y edema postoperatorio, herida en
vias de cicatrizacion, sin datos de dehiscencia ni proceso infeccioso activo. El reporte del
estudio histopatoldgico fue schawnomma localizado en zona ventral de base de lengua
totalmente resecado (Ver Figura 4y 5). Se da continuidad a través de citas de control cada
mes, durante 4 meses, confirmando que el paciente permanece estable, sin datos clinicos
de secuelas o recidivas (Ver Figura 6).

Fuente: base de datos del servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial del Hospital Regional “General Ignacio Zaragoza”.

Figura 5. Resultado anatomopatolégico.

DESCRIPCION MACROSCOPICA:

Se recibe en un frasco con formol referido como "Tumoracién en base de la lengua”, un fragmento oveide de tejido que mide 2 x
1.5 ¢cm, es sdlido, homogénee, de color blanco gris, consistencia ahulada, Se incluye en su Iotalidad en una cipsula

DIAGNOSTICO:
REFERIDO COMO "TUMORACION EN BASE DE LENGUA™

+  SCHWANOMMA EN BASE DE LENGUA COMPLETAMENTE RESECADO.

Fuente: base de datos del servicio de Cirugia Oraly Maxilofacial del Hospital Regional “General Ignacio Zaragoza”.
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Figura 6.

Fuente: base de datos del servicio de Cirugia Oraly Maxilofacial del Hospital Regional “General Ignacio Zaragoza”

Consideraciones éticas

Todos los procedimientos realizados en este estudio que involucraron a participantes
humanos se llevaron a cabo de acuerdo con los estandares éticos del comité de investiga-
ciéninstitucional o nacional, asi como con la Declaracién de Helsinki de 2013. Se siguieron
los lineamientos éticos establecidos en la Norma Oficial Mexicana NOM-012-SSA3-2012
para protocolos de investigacion en seres humanos y la Norma Oficial Mexicana NOM-
004-SSA3-2012 para el uso y confidencialidad del expediente clinico. Las imagenes
presentadas en el articulo se tomaron exclusivamente de la regién afectada, siguiendo un
protocolo de colocacién de campos estériles y con el previo consentimiento informado
del paciente. La identidad del paciente no se hizo publica y no se incluyeron imagenes
frontales extraorales. Este reporte de caso clinico fue aprobado por el Comité de Etica
del Hospital Regional “"General Ignacio Zaragoza”.

Discusion

El primer caso de schwannoma antiguo intraoral fue descrito por Eversole y Howell en
1971. Posteriormente, Chen et al. (2) reportaron un caso de schwannoma antiguo ubicado
en la cavidad oral, destacando que todos los casos descritos en la literatura correspon-
dian a pacientes de sexo femenino El schwannoma, también conocido como neurile-
moma, neurinoma o fibroblastoma perineural, es una neoplasia benigna que deriva de los
nervios auténomos, craneales o periféricos. Aquellas lesiones que se presentan en tejido
blando de la cavidad oral tienen aspecto de una inflamacién submucosa,que pueden
aparentar otras lesiones como neurofibromas, mucocele, pélipo fibroepitelial, fibroma,
lipoma y neoplasias de glandulas salivales. En general, la mayoria de los schwannomas
extracraneales e intracraneales son benignosy la tasa de malignidad de estos tumores se
estima en un 5%.

Aproximadamente, del 9% al 14% de los schwannomas malignos se detectan en cabezay
cuello, lo que puede causar complicaciones como dolor, ronquera, disfagia y neuropatias
de los nervios craneales. Es durante la cuartay quinta décadas de vida cuando los schwan-
nomas orales aparecen con mayor frecuencia, con una tasa de prevalencia mas alta entre
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las mujeres en todos los grupos de edad y la lengua en su tercio posterior es la ubicacién
mas frecuente en cavidad oral. Segln el estudio de Salehinejad (2017), los pacientes con
schwannoma oral tenfan entre 11y 82 afios de edad, con una media de 40,3 anosy extre-
madamente raros en pacientes de 70-80 anos (6). Respecto al tamano, en los casos revi-
sados, los schwannomas orales antiguos oscilaron entre 9 mmy 7 cm (6). Tompson et al.
(2020), en un estudio de 19 casos de schwannoma lingual, reportaron una media de edad
al diagndstico de 34,4 afios y una mediana de 29,0 anos (rango: 12-82 afos) (7). La edad
promedio al diagnéstico fue de 23,7 afios para mujeres y de 39,4 afos para hombres (7).

Los schwannomas celulares, aunque son de naturaleza altamente celular, no poseen
potencial maligno y son incapaces de metastatizar. Las tasas de recurrencia local son
mas altas en comparacién con los schwannomas clasicos, pero a menudo dependen de
la ubicacién del tumor. Esto se debe a que los schwannomas celulares generalmente
ocurren en regiones anatémicas profundas que son dificiles de extirpar por completo.
Sin embargo, las lesiones recurrentes tienen una tasa de crecimiento lenta. Los schwan-
nomas de tipo plexiforme se observan en regiones subcutdneas o cutédneas superficiales
y se identifican por su patrén de crecimiento que se asemeja a un plexiforme. General-
mente, estos schwannomas se asocian con schwannomatosis y NF2, asi como con otros
sindromes que hacen que las personas sean mas susceptibles a los schwannomas. Es
posible que estos tumores no siempre tengan una capsula diferenciaday, por lo tanto, sus
bordes pueden estar menos definidos, a diferencia de los schwannomas clasicos , predis-
poniendo a los pacientes a desarrollar multiples tumores. Estos, muestran un patréon de
Antoni Ay contienen axones que son inmunorreactivos para la proteina del neurofila-
mento. Son patologias problematicas que se originan en lesiones anatémicas profundas;
que pueden localizarse dentro de los tejidos blandos o de los nervios periféricos princi-
pales. Pueden demostrar alta actividad mitotica y celularidad y no ser facilmente distin-
guibles del tumor maligno de la vaina del nervio periférico. A pesar de su bajo potencial
maligno, estos schwannomas orales pueden presentar una recurrencia local relativa-
mente alta, que alcanza hasta el 50% de los casos. En el articulo “Schwannomas and their
pathogenesis” de Hilton DAy Hanemann CO (8), se describen los patrones histoldgicos
caracteristicos de los schwannomas, denominados Antoni Ay Antoni B, que se distinguen
por las siguientes caracteristicas:

1. Patrén Antoni A: Este patréon histolégico se caracteriza por presentar areas
compactas de células de Schwann organizadas de manera compacta y ordenada.
Las células de Schwann en el patrén Antoni A suelen ser fusiformesy estdn dispues-
tas en fasciculos paralelos, lo que confiere una apariencia palisadica. En estas areas,
las células de Schwann suelen tener nicleos alargados y evidentes, con escaso cito-
plasma. El patrén Antoni A se asocia frecuentemente con un mayor grado de celu-
laridad y actividad mitdtica.

2. Patrén Antoni B: En contraste con el Antoni A, el patron Antoni B muestra una
disposicion menos ordenada de las células de Schwann. Este patrén se caracte-
riza por presentar areas de tejido menos celular y mas mixto, con una matriz extra-
celular laxa. Las células de Schwann en el patrén Antoni B pueden mostrar una
morfologfa mds estrellada y dispersa, con citoplasma mas abundante. A menudo,
las dreas Antoni B contienen espacios quisticos, dreas de degeneracién mixoide y
vasos sanguineos dilatados.
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Enresumen, el patréon Antoni A se caracteriza por dreas compactas de células de Schwann
ordenadas, mientras que el patrén Antoni B muestra una disposicion menos ordenada
y mas variada de las células de Schwann, junto con una matriz extracelular mas laxay
elementos quisticos y mixoides. Ambos patrones son caracteristicos de los schwannomas
y pueden coexistir dentro de un mismo tumor (8).

El manejo de estas lesiones sigue siendo un desafio, ya que la cirugia es el enfoque
principal, pero también presenta un riesgo significativo de dafio al tejido del sistema
nervioso sano circundante. Algunos de los métodos convencionales utilizados para tratar
estas lesiones incluyen la escisién transoral, el abordaje submandibular, la faringotomia
suprahioidea y la mandibulotomia con abordaje labial. Entre estos métodos, la escision
quirdrgica transoral es la técnica mas comulny preferida. La queja principal que expresé el
paciente en este caso en particular fue el aumento de volumen de la punta de la lengua.

Un estudio de revision integral realizado por Sitenga et al. (2017) reveld que la hinchazén
fue el sintoma mas frecuente en los schwannomas linguales, presente en el 87% de los
casos (1). Esta afeccién se ha asociado con disartria, disfagia, dificultad respiratoria nasal
y ronquidos debido al tamano considerable de las lesiones (2,3). No se reportaron otros
sintomas.

Estos tumores pueden crecer de manera exponencial en algunos casos, lo que significa
que el aumento en su tamafno puede ser rapido vy significativo. El crecimiento intenso de
los schwannomas puede deberse a varios factores, como la tasa de divisién celular rdpida
en las células tumorales, la estimulacion de factores de crecimiento, la presién sobre los
tejidos circundantes y otros factores ain no completamente comprendidos. Aunque los
schwannomas son generalmente benignos, su crecimiento significativo puede causar
sintomas graves dependiendo de su ubicacién. Por ejemplo, si un schwannoma crece
cerca de un nervio importante o comprime una estructura vital, puede provocar sinto-
mas como dolor, debilidad muscular, hormigueo o pérdida de sensibilidad en la zona afec
tada. En la literatura consultada existen pocos casos reportados de schwannomas en
cavidad oral y en menor ndmero en regién lingual. Se trata de una lesién rara de creci-
miento lento, por lo general asintomatica y se asocia a algdn traumatismo. En nuestro
caso clinico, no estd bien especificada la etiologia por trauma, sin embargo, conocemos
que el alto indice de trauma durante la infancia, puede ser el inicio del comportamiento
de estas y otras lesiones con patrones de crecimiento lento y larga historia de evolucién.
El hallazgo a tiempo de lesiones de pequenas dimensiones nos permite un manejo quirdr-
gico adecuado, mediante escisién completa de las mismas con margenes de seguridad,
determinando asi una baja incidencia de recidivas y secuelas (11—13).
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