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ARTICLE INFORMATION RESUMEN

Article history: Las metastasis en glandula parétida son muy poco frecuentes. Presentamos el caso de una

Received: 20 de mayo de 2021 mujer de 73 afios cuyos antecedentes oncoldgicos principales a destacar son carcinoma
Accepted: 05 de octubre de 2022 ductal infiltrante de mama tratado con mastectomia y linfadenectomia axilar y, posterior-

mente, carcinoma de células renales de célula clara bilaterales metacrénicos tratados con
Palabras clave: nefrectomia radical. Desde entonces la mujer se encuentra en diélisis. Presenta tumoracién
Parétida, metéstasis, carcinoma en parétida de 4 cm, que radiolégicamente es catalogada como pseudoaneurisma arterial
de células renales de célula intraparotideo. Tras la extirpacién de la parétida, seis afios después de la dltima nefrectomia,
clara, inmunohistoquimica, en el estudio anatomopatolégico se observa, junto a vasos dilatados, lesién neopldsica com-
pseudoanerisma. patible morfolégica e inmunohistoquimicamente con metdstasis de carcinoma de células

renales de célula clara. Se ha realizado una profunda revisién de la literatura encontrando
menos de 60 casos descritos de metastasis parotidea de carcinoma de células renales de
célula clara. Analizdndolos observamos metdstasis en otros lugares en el 61 % de los mismos,
principalmente pulmonares, éseas y en glandulas adrenales, existiendo mayor porcentaje
de segundas metastasis (70 %) cuando hay sincronia entre carcinoma renal y metastasis
parotidea.

En conclusién, presentamos un caso inusual de metastasis tardia de carcinoma renal de
célula clara en parétida, y el primero, segiin nuestro conocimiento, que se diagnostica como
hallazgo incidental en la extirpacién de un aneurisma intraparotideo.
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Parotid metastasis of clear cell renal carcinoma with simultaneous
presence of arterial pseudoaneurysm. Case report and review of
literature

ABSTRACT

Keywords:

Parotid gland, metastases,
clear cell renal cell carcinoma,
immunohistochemistry,
pseudoaneurysm.

Parotid gland metastases are very rare. We present the case of a 73-year-old woman whose
main oncological history to highlight is infiltrating ductal carcinoma of the breast treated
with mastectomy and axillary lymphadenectomy and after that. metachronous bilateral
clear cell renal cell carcinoma treated with radical nephrectomy. Since then, the woman has
been on dialysis. It presents a 4 cm parotid tumor, which is radiologically classified as an
intraparotid arterial pseudoaneurysm. After extirpation of the parotid gland, six years after
the last nephrectomy, in the pathological study, together with dilated vessels, a neoplastic
lesion compatible morphologically and immunohistochemically with metastasis of clear cell
renal cell carcinoma is observed. A thorough review of the literature has been carried out,
finding less than 60 reported cases of parotid metastasis from clear cell renal cell carcinoma.
Analyzing them, we observed metastases in other places in 61 % of them, mainly lung, bone
and adrenal glands, with a higher percentage of second metastases (70 %) when there was
a synchrony between renal carcinoma and parotid metastasis.

In conclusion, we have presented an unusual case of late metastasis of clear cell renal car-
cinoma in the parotid, and the first —to our knowledge-, which is diagnosed as an incidental
finding in the removal of an intraparotid aneurysm.

INTRODUCCION

La infiltracién metastasica de la glandula parétida es muy
rara. Se han descrito metdastasis de canceres de pulmoén, cere-
bro, mama, glandula tiroides y tracto gastrointestinal?, siendo
aun mucho més raras las de carcinomas renales (58 casos des-
critos en la literatura). Igualmente, rara es la presencia de un
aneurisma arterial intraparotideo?. Describimos ambas lesio-
nes simultaneas, dandose la particularidad de que, al extirpar
el aneurisma intraparotideo, previa embolizacién arterial, se
detect6 incidentalmente la metastasis de un carcinoma de
células renales de células claras en un paciente con nefrecto-
mia bilateral previa que se encontraba en didlisis y con enfer-
medad metastasica renal a distancia.

CASO CLINICO

Mujer de 73 afios con antecedentes de hipertensién, dis-
lipemia e insuficiencia cardiaca, correctamente controlada
farmacolégicamente. Carcinoma ductal infiltrante de mama
previo 2006 que se traté con lumpectomia y linfadenectomia
axilar y posterior mastectomia izquierda radical en 2010 por
recaida, quimioterapia, radioterapia y hormonoterapia adyu-
vante sin evidencia de recidiva tumoral actual. Por otro lado,
la paciente presenté dos carcinomas de células claras renales
metacrdnicos, tratados con nefrectomia radical izquierda en
2006 y nefrectomia radical derecha en 2014. Desde entonces
la paciente se encuentra en dialisis.

En enero de 2017 presenta recaida pulmonar, ganglionar
mediastinica, asi como en el lecho quirtrgico renal izquierdo.

Tras rechazar la paciente la realizacién de una ecofibroen-
doscopia diagnéstica, se decide el seguimiento de la recaida
con control radiolégico y clinico. La neoplasia se sigue dise-
minando con la aparicién en mayo de 2019 de metastasis pan-
creaticas, suprarrenales y en musculo psoas izquierdo, todas
asintomaticas.

Por otra parte, la paciente, desde octubre de 2018, presen-
ta una tumoracién vascular en parétida de 2 cm, de creci-
miento lento, que llega a alcanzar unos 4 cm a la palpacion,
confirmandose con ecografia un pseudoaneurisma arterial. La
paciente no presentd signos de afectacién del nervio facial. Se
realiza RM cervical centrada en la regién parotidea en secuen-
cias axiales TSET1FS, T2, TIRM, DWI/ADC, y coronal T1 TSE, sin
administrar contraste i.v. por la insuficiencia renal crénica de
la paciente en hemodidlisis (riesgo de fibrosis sistémica nefro-
génica). Se completa el estudio con angio-TC del cuello. Tanto
en el TAC como en la RM se observa una lesién vascular nodu-
lar intraparotidea derecha localizada en los 16bulos superfi-
cial y profundo compatible con pseudoaneurisma trombosado
parcialmente con un nidus de 23 mm (Figuras 1y 2). Presenta
signos de shunt arteriovenoso, con aporte arterial por ramas
de la arteria carétida externa y drenaje venoso a ramas de la
vena yugular interna y de la vena retromandibular. Se deci-
de embolizacién previa para obturar los vasos aferentes y es
intervenida en junio de 2020 en nuestro Hospital, extirpando
la totalidad de la tumoracién vascular parotidea derecha que
afecta al 16bulo superficial y profundo, respetando las ramas
del nervio facial (Figura 3).

El analisis anatomopatoldgico demostr6 una proliferacién
vascular constituida por vasos irregulares, dilatados, tortuosos,
con escaso estroma entre ellos, anexa a una lesién neoplésica
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Figura 1. Reconstruccién en 3D a partir del angio TC con contraste. Proyecciones oblicua (1A)
y lateral (1B), donde se observa la lesion vascular a nivel de la parétida.

Figura 2. Reconstruccién en 3D a partir del angio TC
con contraste, proyeccién A-P, y eliminando los planos
6seos, donde se observa la lesién vascular a nivel
de la parétida.

Figura 3. Detalle de la intervencién quirtrgica de
parotidectomia total, con preservacién del facial realizada
como tratamiento de tumor vascular de parétida, y tras
embolizacién arterial.

conformada por células de citoplasma claro, morfologia poli-
gonal, bordes bien definidos (Figura 4) que inmunohistoquimi-
camente expresa CD10, CKAE1/AE3, vimentina, PAX 8, EMA y
ausencia de expresién para CEA, $100, AcML, CK7, CK20 y p63,
que confirma el diagnéstico de metastasis de primario cono-

cido “carcinoma de células renales de célula clara (CCRCC)"y
que afectaba a los bordes quirdrgicos de la reseccién (Figura 5).

Actualmente la paciente se encuentra en progresién con
realce en espacio parotideo derecho que infiltra conducto
auditivo externo, mastoides, oido medio, espacio pterigoideo,
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Figura 4. A: area tumoral muy bien definida, pseudoencapsulada, constituida por células poligonales de perimetro remarcado,
y citoplasma claro compatible morfolégicamente con metéstasis de CCRCC. Desplazado en la esquina superior izquierda. se
observan restos de parénquima de glandula salivar conservados. B: a la derecha de la imagen, se observa un vaso dilatado con
material de embolizacién de color negro en su luz. A la izquierda, tumor semejante al descrito en imagen A.

Figura 5. Inmunohistoquimica. Las células tumorales son inmunohistoquimicamente positivas para CD10 (A), vimentina (B),
PAX 8 (C) y negativas para p63 (D).
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articulacién temporomandibular, insercién del musculo ester-
nocleidomastoideo y espacio parafaringeo preestiloideo del
lado derecho. Solo recibe tratamiento sintomatico a peticién
de la paciente.

DISCUSION

La infiltracién metastasica de la glandula parétida repre-
senta una pequeiia parte de las lesiones malignas parotideas,
que en total constituyen el 3-6 % de los canceres de cabeza y
cuello. Las metastasis mas frecuentes son las procedentes de
neoplasias cutaneas de cabeza y cuello (melanoma y carcino-
ma de células escamosas), representando las de origen renal
menos del 3 % de todas ellas*®.

El tipo de células claras (CCRCC) constituye el 70-80 % de los
carcinomas de células renales y tiene una tendencia a metas-
tatizar via sanguinea a través de la invasién de la vena renal.
Debido a ello es frecuente que metastatice en lugares inusua-
les y de forma metacrénica tardia (incluso mas de 10 afios des-
de el diagnéstico), e incluso que se diagnostique inicialmente
por sus metastasis®.

Nuestra revisién incluye 58 casos descritos en la bibliogra-
fial4810-4 desde el primer caso de metéstasis en pardtida por
CCRCC publicado por Patey y cols. en 1965% El nuestro seria el
59. Otras revisiones realizadas solo incluyen 30 casos (Sprea-
fico y cols.)’, 36 casos (Udager y cols. 2014)° y 40 casos (Rocca
y cols. 2017)".

La buisqueda de bibliografia se hizo con PubMed, en un
rango de fechas de 1965-2022, y buscando con los términos
“Renal Cell Carcinoma” “Parotid gland” o “Parotid”. También
se obtuvieron referencias de “Casos clinicos” adicionales en
la bibliografia de los articulos obtenidos en la busqueda. Se
incluyeron en la revisién articulos en inglés y en espanol. Los
“casos clinicos” que no aportaran suficiente informacién fue-
ron excluidos. También se hicieron bisquedas bibliograficas
con los términos “Parotid” y “aneurism”.

El rango de edad en nuestra revisién fue de 40-83 afios. La
ratio V/H fue de 31/25 (3 no informados). La relacién entre la
aparicién del CCRCC y la metdstasis de la parétida es de forma
metacrénica en 33 casos y sincrénica en 21 casos. En los casos
metacrénicos el rango de tiempo transcurrido entre el CCRCC
y la metastasis oscila entre 4 meses a 19 afios. La forma de
presentacion mayoritaria es como una tumoracién parotidea
unilateral y asintomaética. En ocasiones, puede estar asociada
a dolor, pulsaciones locales y tinnitus. La debilidad del nervio
facial solo ha sido descrita en uno de los casos.

Para el diagnéstico diferencial entre metastasis de CCRCC
y carcinoma primario de glandula parétida (sobre todo del
carcinoma de células acinares y de la neoplasia de célula
clara primaria), se podria utilizar la PAAF, aunque su uso es
muy controvertido, siendo la biopsia la mas til, ya que nos
permite realizar técnicas histoquimicas e inmunohistoqui-
micas. En el caso de carcinoma de célula clara renal, con la
tincién de PAS es (+) y diastasa soluble (glucégeno intracito-
plasmatico)’ y con técnicas inmunohistoquimicas es positivo
para CD10, vimentina, CK AE1/AE3, EMA, PAX 8 y CAM5.2 y
negativo para CEA, S100, AcML, CK7, CK20 y p63, aunque no

en todos los casos hubo confirmacién inmunohistoquimica,
basandose el diagnéstico en estos casos, en la morfologia y
en la clinica (antecedentes de CCR). El CEA es un marcador
con mas positividad en tumores de células claras de origen
parotideo?.

El pronéstico de estos pacientes depende en gran medida
de la presencia de otras metéstasis a distancia y la propia bio-
logia intrinseca del tumor. La literatura indica que casi el 60 %
de los pacientes que presentan metdstasis de CCR en par6ti-
da presentan focos metastasicos en otros 6rganos®. Nuestros
datos coinciden con los datos citados, ya que hemos observa-
do metéastasis extra parotideas documentadas en 36 de los 59
pacientes (61 %).

La metastasis concomitante mas frecuente fue en el pul-
mén (14 casos de 59), seguidas de las 6seas y adrenales (8
casos de 59 cada una de ellas), higado (7 casos de 59), ganglios
linfaticos (6 casos de 59), cerebro (5 casos de 59), piel y tejidos
subcutdneos (3 casos de 59) y pancreas (3 casos de 59). Nuestro
caso presentaba metdstasis pulmonares, en glandula adrenal,
ganglios linfaticos y pancreas.

La presentacién metacrénica de la metastasis parotidea se
correlaciona con menor agresividad que la presentacién sin-
crénica®. Ademds, solo el 55 % de las metastasis parotideas
metacrénicas presentan metastasis concomitantes en otras
localizaciones, mientras que en el caso de las metéstasis sin-
crénicas la cifra asciende al 70 %, confiriendo, por lo tanto, un
peor prondstico en el caso de la sincronia.

El tratamiento de eleccién en mas del 90 % de los casos es
la cirugia.

El pseudoaneurisma de las arterias cardtidas extracranea-
les es muy poco frecuente’3. Fernandez y cols., en 2015%,
revisaron la casuistica y solo encontraron 13 casos, de entre
los 13 solo 7 eran pseudoaneurismas intraparotideos. Suelen
presentarse como masas parotideas. Como factor etiolégico
fundamental se considera las maniobras de Valsalva repetidas.
Iziki y cols., en 2019%, también revisaron el tépico y encontra-
ron 14 casos de pseudoaneurisma que involucrara a la arteria
carétida externa o sus ramas y solo 5 casos que afectaran al
segmento intraparotideo, y presentaron un caso donde desa-
rrollaron la hipétesis de que el pseudoaneurisma intraparoti-
deo se habia desarrollado sobre una enfermedad de Kimura.
No podemos descartar que en nuestro caso el pseudoaneuris-
ma se haya desarrollado sobre el carcinoma de células renales,
al igual que proponen Iziki y cols., con el desarrollo de pseu-
doaneurisma sobre enfermedad de Kimura en su caso.

Se realizé cirugia porque se estaba produciendo un aumento
de tamano del pseudoaneurisma, lo cual es un criterio que va
a favor de la extirpacion®.

Nuestro caso es el primero descrito de cirugia de pseudoa-
neurisma arterial intraparotideo donde se encuentra como
hallazgo incidental una metéstasis de CCRCC, lo que le con-
fiere un especial interés. Queda abierta la discusién sobre la
etiologia de los pseudoaneurismas de la arteria carétida exter-
na, ya que son muy pocos los casos publicados. Se propone
maniobras de Valsalva repetidas o secundarios a patologias
fundamentalmente. En los préximos afios con la publicacién
y andlisis de més casos se podra llegar a una conclusién mas
elaborada.
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