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La Organizacién Mundial de la Salud reconoce el carcinoma cuniculatum oral como una
variante clinicopatolégica infrecuente y bien diferenciada del carcinoma de células escamo-
sas oral. La proliferacién de epitelio escamoso estratificado y su infiltracién en el estroma
subyacente forma un patrén complejo de nucleos y criptas de queratina que le confieren el
aspecto de “madriguera de conejo” o “cuniculus” en latin, del que toma el nombre. Se revisan
las caracteristicas mas importantes de esta entidad y se describe un caso clinico de carcinoma
cuniculatum oral de mucosa yugal izquierda tratado mediante reseccién quirdrgica y biopsia
selectiva de ganglio centinela.

Carcinoma cuniculatum of the buccal mucosa
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The World Health Organization recognizes oral carcinoma cuniculatum as a rare and well-
diferenciated clinicopathological variant of oral squamous cell carcinoma. The proliferation
of stratified squamous epithelium and its infiltration into underlying stroma forms a com-
plex pattern of keratin cores and keratin filled crypts which looks like a “rabbit burrow” or
“cuniculi” from the latin. We describe the main characteristics of this entity and we report
a case of oral carcinoma cuniculatum of the buccal left mucosa treated with resection and
sentinel lymph node biopsy.
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INTRODUCCION

La Organizacién Mundial de la Salud reconoce al carcinoma
cuniculatum oral (CCO) como una variante clinicopatolégica
infrecuente y bien diferenciada del carcinoma de células esca-
mosas oral (CCE). Su complejo patrén histolégico de nicleos
y criptas de queratina le confieren el aspecto de “madriguera
de conejo” o “cuniculus” en latin, del que toma el nombre™.

El carcinoma cuniculatum también ha sido denominado en
la literatura como epitelioma cuniculatum, tumor de Busche-
Lowenstein o carcinoma verrucoso (CV) invertido. Se describe
por primera vez en 1954 por Aird y cols.? en la piel de la planta
del pie y posteriormente en otras localizaciones como el pene,
la cara, el eséfago, la laringe y el abdomen. Flieger y Owinski,
en 1977, reportan los 4 primeros casos en la cavidad oral®.

La falta de familiaridad de la entidad por parte de los profe-
sionales y la toma de biopsias superficiales poco representati-
vas junto a la baja incidencia de este tumor explican el escaso
numero de casos publicados en la literatura, subestimando a
su vez la incidencia real. En un estudio retrospectivo de 540
casos de CCE, Sun y cols. hallaron 15 casos que cumplian cri-
terios diagnésticos de CCO, siendo la incidencia en su muestra
del 2,7 %*.

Se presenta un caso clinico de CCO de mucosa yugal
izquierda tratado mediante reseccién quirtrgica y biopsia
selectiva de ganglio centinela (BSGC).

CASO CLiNICO

Mujer de 76 afios que presenta como antecedentes de inte-
rés liquen plano oral y papiloma escamoso en tercer cuadrante
oral resecado quirdrgicamente, sin tener historia de hébito
tabaquico ni de consumo de alcohol.

En la actualidad presenta una lesién papilomatosa, de cre-
cimiento lento, de unos 3 cm a nivel de mucosa yugal-fondo
vestibular mandibular izquierdo (Figura 1). Se toma, bajo
anestesia local, una biopsia incisional que se informa como
hiperplasia epitelial con displasia focal. Posteriormente, bajo
anestesia general, se realiza su extirpacién quirirgica y cierre
directo del defecto. La anatomia patolégica de la pieza informa

de un CCE bien diferenciado variante “carcinoma cunicula-
tum” de 2,8 cm de didmetro méaximo que infiltra submucosa,
con bordes quirurgicos afectados (Figura 2). Se completa el
estudio con tomografia computarizada facial-cérvico-toraci-
ca que no detecta adenopatias cervicales sospechosas. Tras 3
semanas de la primera cirugia, se realiza ampliacién de bor-
des de lecho quirtrgico, reconstruccién con bola adiposa de
Bichat ipsilateral y BSGC en nivel Ib izquierdo. El estudio de
esta pieza informa de minimo foco de carcinoma con bordes
quirargicos libres de enfermedad y ganglio centinela sin infil-
tracién metastésica.

En seguimiento desde hace 12 meses sin complicaciones
postquirtrgicas ni signos de recidiva locorregional clinicorra-
diolégica.

DISCUSION

Se ha establecido una relacién entre el carcinoma cuni-
culatum de piel y el virus del papiloma humano (VPH), pero
esta asociacién no se ha podido verificar en todos los casos
de CCO***. Otros posibles factores de riesgo son el tabaco, el
alcohol, traumatismos, inflamacién crénica y radioterapial. En
la literatura se han reportado varios casos clinicos de CCO
que presentaban previamente lesiones o condiciones prema-
lignas como leucoplasias, eritroleucoplasia o liquen plano oral,
lo que sugiere que podria haber una malignizacién de estas
lesiones a CCO’%. En nuestro caso, la paciente no presentaba
ningun factor de riesgo previo excepto los antecedentes de
liquen plano oral y un papiloma escamoso, asi como no se
hallé la sobreexpresién de la proteina p16 mediante técnicas
inmunohistoquimicas.

Puede presentarse en un amplio rango de edad (7-94), siendo
maés frecuente alrededor de la sexta y séptimas década de la
vida y es raro en ninos. Existe una leve afinidad por el sexo mas-
culino y las localizaciones mas frecuentes son la encia adherida
mandibular y maxilar, frecuentemente afectando a los huesos
maxilares, la lengua, el suelo de boca y la mucosa yugal*®.

Clinicamente se suele presentar como una lesiéon localmente
agresiva de crecimiento lento, leuco- o eritroleucoplasica, y que
puede tener tanto un componente exofitico de aspecto empedra-
do, papilomatoso o verrucoso, como uno endofitico, infiltrando

Figura 1. a) Carcinoma cuniculatum en mucosa yugal-fondo vestibular izquierdo. b) Exéresis y reconstruccién con bola
adiposa de Bichat.
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Figura 2. Estudio morfolégico. a) Criptas y nucleos de queratina formando un patrén de madriguera de conejo (hematoxilina-
eosina x1). b) Células bien diferenciadas con minima atipia y presencia de queratina (hematoxilina-eosina x10).

los tejidos subyacentes. Cuando afecta al hueso, puede ser con-
fundido con un quiste maxilar, queratoquiste u osteomielitis*¢°.

El diagnéstico de confirmacién es histopatolégico, con una
morfologia caracterizada por epitelio escamoso bien diferen-
ciado que infiltra el tejido conectivo subyacente mediante mul-
tiples ramas, nucleos y criptas llenas de queratina, con ausen-
cia o minima atipia citoldgica, limitada esta a la capa basal o
parabasal. Estas ramificaciones caracteristicas que infiltran las
capas mas profundas producen con frecuencia errores de diag-
néstico en las biopsias incisionales més superficiales, como
fue en nuestro caso. Se suele acompaiiar de una respuesta
inflamatoria con un estroma tumoral infiltrado por linfocitos,
células plasmaticas, eosindfilos y neutréfilos®. Las técnicas de
imagen (radiologia, tomografia computarizada, resonancia
magnética) no aportan patrones especificos que ayuden a su

diagnéstico, pero son utiles para conocer la extensién, la afec-
tacién de hueso y la presencia de adenopatias sospechosas.

El diagnéstico diferencial debe realizarse con un amplio
abanico de lesiones orales benignas, como son el liquen plano
oral, el papiloma escamoso o los quistes maxilares o querato-
quistes cuando existe afectacién 6sea; y malignas, sobre todo
con el CCE y el CV. Su caracteristico patrén histolégico, junto
a una correcta correlacién clinica y radiografica, lo diferencian
del CCE oral bien diferenciado: el CCE presenta mayores signos
citolégicos de malignidad como son un alto indice mitético,
atipia celular y perlas de queratina de menor tamano que los
nucleos del CCO™. E1 CCO y el CV presentan caracteristicas
histolégicas y clinicas que se pueden solapar; no obstante,
diferenciar entre ambas lesiones es esencial debido al dife-
rente curso bioldgico de cada una!(Tabla I).

Tabla I. Caracteristicas histolégicas y clinicas del CCO y del CCE.

Carcinoma cuniculatum oral

Carcinoma verrucoso

Factores etiolégicos No identificados

Apariencia clinica

Endofitico o endofitico y exofitico. Localmente
destructivo e infiltrante. Puede invadir y

Patréon de crecimiento
destruir hueso

Red tortuosa de ramificaciones interconectadas
de multiples criptas y ndcleos de queratina
(“cuniculi”) infiltrando los tejidos adyacentes

Histologia

Lesion rosada, roja o blanca, con superficie
ligeramente papilar o de aspecto empedrado

VPH, tabaco

Lesion blanca, verrugosa, con proyecciones filiformes
en su superficie

Exclusivamente exofitico limitado a la linea propia,
tumor de crecimiento lateral. Puede erosionar el hueso

Superficie hiperqueratésica, verruciforme, con forma de
fronda u hoja de helecho y crecimiento vertical, sin
invadir en profundidad

Células neoplasicas bien diferenciadas, atipia celular ausente o minima, presencia de queratina

Metéstasis ganglionar Raro

Inmunohistoquimica Menor expresién de p53 y Ki-67
Tratamiento de eleccién  Cirugia

Pronéstico Mejor que CCE pero peor que CV

Muy raro

Mayor expresién de p53 y Ki-67

Mejor que CCE y CCO



70 REV ESP CIR ORAL MAXILOFAC. 2021;43(2):67-70

El tratamiento de eleccién es la reseccién quirtrgica con
margenes de seguridad. No hay evidencia del beneficio onco-
légico que pueda aportar el vaciamiento ganglionar cervical
sistematizado dado el bajo niimero de adenopatias metasta-
sicas reportadas’. Solo cuando haya adenopatias sospechosas
clinicorradiolégicas por niimero, tamaiio o morfologia se con-
sideraria el vaciamiento. En el presente caso se llevé a cabo
una BSGC, igual que si de un CCE convencional estadio I/II se
tratase. El papel de la radioterapia y la quimioterapia es con-
trovertido. Aunque en algunos pacientes se ha administrado
ante la recurrencia o mal control del tumor, no han demos-
trado ser eficaces en el control de la enfermedad, incluso se
ha descrito su transformacién anaplésica tras el tratamiento
radioterdpico**2

Una vez se ha establecido el diagnéstico de CCO, el pronds-
tico de la enfermedad es generalmente bueno si se realiza el
tratamiento quirtrgico adecuado. No obstante, si no se consigue
su diagnéstico preciso y por lo tanto se realiza una escisién
incompleta, hay riesgo de recidiva local (10,8 %) y de metastasis
cervical (8,1 %). Las metdastasis a distancias son raras®.

CONCLUSIONES

EI CCO es un tumor infrecuente cuyo diagnéstico se basa en
la correlacién de unas caracteristicas clinicopatolégicas tipi-
cas. La reseccién quirtrgica local completa es el tratamiento
de eleccién. Aunque el indice de diseminacién cervical es bajo,
conviene confirmar las estadificaciones clinicorradiolégicas
tempranas igual que en CCE convencionales. La técnica de
estadificacién de BSGC de baja morbilidad postquirtrgica
podria ser de utilidad en casos como el que se presenta.
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