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Lymphadenoma sebaceum of the submandibular gland - case report
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Oméwiono przypadek bardzo rzadkiego schorzenia $linianek - gruczo-
laka limfatycznego (lymphadenoma sebaceum)u 69-letniej pacjentki. W pracy
opisano postepowanie diagnostyczne i terapeutyczne, ktérego zasadniczg
cze$¢ stanowito leczenie chirurgiczne, jak réwniez przedstawiono aktualne
dane z piSmiennictwa na temat guzéw S$linianek wywodzacych sie z utkania
limfatycznego i gruczotéw tojowych. Wedtug wiedzy autordw jest to pier-
wszy opis w Polsce oraz drugie doniesienie w literaturze Swiatowej dotycza-
ce lokalizacji tego guza w $liniance podzuchwowe;j.
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Gruczolak tojowy limfatyczny jest niezwykle rzad-
kim nowotworem zlokalizowanym w gruczotach slino-
wych, w tym przede wszystkim w $liniance przyusznej.
Do 1989 r. opisano 46 przypadkéw tego schorzenia [1].
W roku 1959 Rowson i Horn, prezentujac 2 chorych
z rozpoznaniem nieztosliwego guza $linianki przyusz-
nej, po raz pierwszy uzyli nazwy lymphadenoma seba-
ceum, zwracajagc uwage na wystepowanie w utkaniu
struktur limfatycznych oraz gruczotéw tojowych [za 2].
W 1960 Mc Gavran potwierdzit w niezaleznej pracy
wystepowanie gruczolaka tojowego limfatycznego, za-
mieszczajac doktadny opis histopatologiczny [1,3]. Réw-
niez w 1960 roku ukazata sie jedyna jak dotad, polska
publikacja dotyczaca tego guza [4]. Przedstawiony zo-
stat wowczas przypadek adenoma lymphomatosum se-
baceum - limfomatycznego gruczolaka tojowego - zlo-
kalizowanego w wezle chtonnym okolicy przyusznicy

Gruczolak tojowy limfatyczny, poza $linianka przy-
uszna, moze wywodzic¢ sie réwniez z innych Slinianek,
matych gruczotdw tojowych btony Sluzowej jamy ustnej
i z okotosliniankowych weztdw chtonnych [4,5,6]. Pierw-
sze omowienie gruczolaka tojowego limfatycznego umiej-
scowionego w Sliniance podzuchwowej przytoczyli
Gnepp i Brannon w 1984 roku [5]. Prezentowana praca
jest pierwszym polskim opisem nowotworu o tej lokali-

A case of extremely rare lymphatic neoplasm of the submandibular
gland - lymphadenoma sebaceum in a 69-year-old women - is discussed.
The paper includes the description of diagnostic and therapeutic procedu-
res, based mainly on the surgery, as well as an up-to-date literature review
on tumors of salivary glands, originating from the lymphatic and sebaceous
tissue. According to the authors' knowledge, this is the first presentation of
lymphadenoma sebaceum in the Polish literature and the second internatio-
nal one to address such specific localization.
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zacji oraz drugg prezentacjg w literaturze Swiatowej.
W pismiennictwie $wiatowym brak informacji na temat
mozliwosci nawrotu lymphadenoma sebaceum. Niniej-
sza publikacja jest pierwszym doniesieniem wskazujg-
cym na mozliwo$¢ wznowy guza.

Opis przypadku

Pacjentka (hist. choroby nr 1350/00), 69-letnia ko-
bieta przyjeta zostata do Kliniki Otolaryngologii CM U]
w celu leczenia chirurgicznego guza nowotworowego $li-
nianki podzuchwowej prawej. Chora zgtaszata obecnos¢
od p6t roku niebolesnego guzka w okolicy $linianki po-
dzuchwowej prawej. Od 2 miesiecy zmiana zaczeta sie
powiekszac i stata sie bolesna. Pacjentka zgtosita sie
zwynikiem badania ultrasonograficznego szyi, ktdre
wykazato hypoechogeniczng zmiane w okolicy podzu-
chwowej prawej, o wymiarach 22x15 mm. W badaniu
cytologicznym materiatu pobranego drogg punkcji cien-
koigtowej stwierdzono obecno$¢ komdérek nowotworo-
wych pochodzenia nabtonkowego. Patolog nie potrafit
okresli¢ ztosliwosci zmiany. Z choréb wspétistniejagcych
wystepowaty: nadcisnienie tetnicze, choroba niedokrwien-
na serca oraz jaskra. Badana przebyta usuniecie migdat-
kéw podniebiennych (1966), epizod przemijajacego
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niedokrwienia mozgu (1990) oraz usuniecie przetoki
okotoodbytniczej (1998). W badaniu fizykalnym stwier-
dzono twardy guz Slinianki podzuchwowej prawej, o
Srednicy ok. 3 cm, bolesny przy dotyku. Szyjne wezly
chtonne byly palpacyjnie niewyczuwalne. Funkcja n. VII
byta prawidtowo zachowana.

Wykonano usuniecie prawej $linianki podzuchwo-
wej z poszerzeniem zabiegu o selektywng prawostronng
operacje weztowa. Przebieg pooperacyjny bez powikian.
Wynik badania histopatologicznego: ,Sialodenitis chro-
nica, Lymphonodullitis, proliferacja przewodow $rédzra-
zikowych z nabtonkiem wykazujgcym zmiany onkocy-
tarne, co przypomina obraz adenolymphoma” (oznacze-
nie w IP CMUJ, kier. prof. dr hab. med. J. Stachura).

Po 6 miesigcach chora zgtosita sie ponownie z po-
wodu powiekszajgcego sie guza okolicy prawego kata
zuchwy. W badaniu fizykalnym potwierdzono obecno$¢
twardego guza tej okolicy, przy niebadalnych weztach
chtonnych. Wykonano reoperacje, bez powiktan w prze-
biegu pooperacyjnym.

Do badania histopatologicznego przestano guz
0 srednicy 3 cm, otorebkowany, barwy zdtto-szarej
(ryc. 1). W badaniu mikroskopowym wykazano, iz utka-
nie guza stanowig komorki fojowe w czesci tworzace tor-
biele rozmieszczone w podscielisku zbudowanym z tkanki
limfatycznej (ryc. 2). Gruczoty tojowe nie byty odgrani-
czone btong podstawng od podscieliska limfatycznego,
w obrebie ktdrego nie stwierdzono réwniez osrodkéw roz-
mnazania. W otoczeniu elementéw tojowych obecne byty
dos¢ liczne skupiska makrofagéw (ryc. 3). Guz otoczony
byt cienkoscienng torebka tacznotkankowsq. Ostateczny
wynik badania histopatologicznego: Lymphadenoma se-
baceum - gruczolak tojowy limfatyczny.

Chora zostata wypisana do domu w stanie og6lnym
1miejscowym dobrym. Pacjentka jest objeta statg kon-
trolg laryngologiczng w Klinice Otolaryngologii CM U]
bez objawow nawrotu od ponad dwoch lat.

Oméwienie

Gruczoty tojowe to przydatki skdrne wielkosci oko-
t0 0,2-2 mm, w najwiekszych ilosciach zlokalizowane na
skdrze nosa i powiek. Struktury te wystepuja réwniez
powszechnie w btonie Sluzowej policzkéw, gérnej wargi,
okolicy zatrzonowej, jezyka, dzigset, wedzidetka i Slinia-
nek. 80% dorostych posiada gruczoty tojowe zlokalizo-
wane w btonie Sluzowej jamy ustnej iwarg [7]. Ich obec-
nos¢ w tych obszarach jest norma. Wystepuja one w 20%
$linianek przyusznych i w 6% gruczotéw podzuchwo-
wych. Czeste ich wystepowanie w przyusznicy wynika
z innego kierunku réznicowania sie tkanki przewodow
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Fot. 1. Obwodowy fragment otorebkowego guza z przylegajacym fragmen-
tem prawidtowego utkania $linianki podzuchwowej. (HE, 80x)

Fot. 2. Komérki tojowe tworzg struktury gruczotowe oraz drobne torbiele
rozmieszczone w podscielisku z tkanki limfatycznej. (HE, 330x)

Fot. 3. W otoczeniu elementéw tojowych widoczne skupienia makrofagow,
(HE, 160x)
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Komérki produkujace wydzieling tojowa pojawiajg
sie w przebiegu wielu proceséw patologicznych w gru-
czotach Slinowych. Nabtonek $linianki ma pochodzenie
ektodermalne i stagd mozliwo$¢ réznicowania z obecnych
tam komérek pierwotnych w strone gruczotéw tojowych
[1]. Mogg one pojawiac sie w skupiskach, a takze tworzy¢
uktady pseudogruczotowe. W roku 1946 Hertz zauwa-
zyt obecno$¢ gruczotéw tojowych w guzie mieszanym.
Przeksztatcenia w tym kierunku moga towarzyszy¢ wie-
lu guzom i najczesciej sg spotykane w utkaniu guza
Warthina, raka w gruczolaku wielopostaciowym, rakéw
gruczotowych, rakéw nabtonkowo-$luzowych, guzéw
limfatycznych oraz gruczolakéw jedno- i wielopostacio-
wych [8]. Ich wystepowanie stwierdza sie rGwniez w pro-
cesach zapalnych $linianek [9].

Migzsz gruczotow slinowych posiada w swojej cyto-
architektonice tkanke limfatyczna, ktdra wystepuje w po-
staci matych wezetkéw lub niezorganizowanych centréw
Zwykle jest ich $rednio ok. 20 w $liniance. Procesy pato-
logiczne powodujg zmiane proporcji i uktadu kompo-
nenty limfatycznej. Proliferacja limfocytéw towarzyszy
takze guzom S$linianek. Czesciej ma to miejsce w przy-
padkach nowotwordéw ztosliwych. Guzy nieztosliwe rzad-
ko wykazujg odczyn limfatyczny wokdt, lub tez jest on
znacznie stabiej wyrazony. Obecno$¢ naciekéw limfocy-
tarnych stwierdza sie w zapaleniach $linianek, chorobach
autoimmunoizacyjnych i nowotworach, wsréd ktérych
moga wystepowac cysty z tkanek limfatycznych, chio-
niaki, nowotwory z tkanek parenchymalnych, guz War-
thina, gruczolak tojowy limfatyczny, carcinoma lympho-
epitheliale oraz przerzuty. 1/3 rakdw gruczotowych wy-
stepuje w potagczeniu z naciekami limfocytarnymi we-
wnatrz utkania guza. Z powodu mnogosci zmian zawie-
rajacych naciek limfatyczny istnieje mozliwos¢ biedu
w diagnostyce histopatologicznej, co moze mie¢ swoje
ewentualne konsekwencje terapeutyczne.

Gruczolak tojowy limfatyczny stanowi do 0,1% gru-
czolakdw gruczotéw Slinowych. Nalezy do grupy nowo-
twordw pierwotne rdéznicujacych sie w kierunku tkanek
gruczotu tojowego. Tego typu guzy S$linianek sg nieby-
wale rzadkie. 25% tej grupy stanowi adenoma sebaceum,
40% lymphadenoma sebaceum, 25% carcinoma sebaceum
i 10% lymphadenocarcinoma sebaceum. Czegsciej na scho-
rzenia te zapadajg mezczyzni niz kobiety, w proporc;ji 2:1.
Szczyt zachorowalnosci przypada na 6-7 dekade zycia
[5]. Guz ten wystepuje jednostronnie, w 92% w $linian-
kach przyusznych. Opisywano wspoétistnienie z innymi
nowotworami w jednej $liniance np.: adenocarcinoma
oraz z drugostronnym guzem Warthina (cystadenoma
lymphomatosum) [10]. Zaobserwowano takze usytuowa-
nie w linii posrodkowej - w przedsionku jamy ustnej, na
potaczeniu kosci szczekowych [6,11].
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W obrazie mikroskopowym dominuje chaotycznie
rozmieszczona tkanka gruczotu $linowego otoczona
wioknistg torebka. Wewnatrz znajduja sie poszerzone
torbielowate przestrzenie wraz ze skupiskami nabtonka
podzielonymi przegrodami. Skupiony w gniazdach na-
btonek wykazuje tendencje do przeksztatcenia w gru-
czoty tojowe z wytworzeniem przewodow wyprowadza-
jacych wypetnionych czesciowo tojem, stad widoczne
w badaniu w mikroskopie $wietlnym cysty i przewody
z zawartoscia thuszczows [12,13,14,15]. Zaobserwowano
réwniez perty keratynowe. Dodatkowo mogg znajdowac
sie wyspy nabtonkowe réznicujace sie w komorki gru-
czotowe, tojowe i metaplastyczne przewody wyprowa-
dzajace rozsiane w tkance limfatycznej. Wyspy te moga
by¢ lite, ale najczesciej sg torbielowate, z produktami
wydzielniczymi wewnatrz Swiatta. Naciek limfatyczny
spowodowany jest przez wyciek tresci poza Swiatto cyst
i przewoddw. Nacieki limfocytarne mogg ulega¢ organi-
zacji w centra namnazania, grudki chtonne i struktury
podobne do przewod6w wyprowadzajacych limfe.
Histogenetycznie obecno$¢ elementéw limfocytarnych
zbliza gruczolaka tojowego limfatycznego do guza
Whartina. Obecno$¢ komponenty gruczotéw tojowych
moze miec¢ pochodzenie metaplastyczne [3]. Nowotwo-
rowe komarki tojowe wykazujg w btonie komdrkowej eks-
presje antygenu powierzchniowego nabtonka (EMA,
Epithelial Membrane Antigen) [16]. Zastosowanie
w badaniu immunohistochemicznym przeciwciat mono-
klonalnych E 29 pozwala wykry¢ ten typ komérek.
W diagnostyce histopatologicznej materiatu uzyskane-
go droga biopsji zdarzaty sie pomytki. Najczesciej my-
lono te guzy z carcinoma mucoepidermale [9,10].

W rozpoznaniu, poza badaniem Kklinicznym oraz ba-
daniem preparatu operacyjnego, wykorzystuje sie row-
niez USG Sélinianki potagczone z badaniem histopatolo-
gicznym punktatu z guza. Pomocne moze by¢ takze ba-
danie radiologiczne w przypadku lokalizacji w obrebie
jamy ustnej oraz tomografia komputerowa. W leczeniu
gruczolaka tojowego limfatycznego stosuje sie tylko po-
stepowanie operacyjne. Poniewaz zmiana ma charakter
nieztodliwy, zalecane jest mozliwie mato inwazyjne dzia-
fanie, co przy doszczetnym usunieciu guza daje szanse
na catkowite wyleczenie.

W przypadku chorej prezentowanej w pracy, pomi-
mo ze oceny histopatologicznej dokonano w o$rodku
akademickim, wynik po pierwszym zabiegu byt niejed-
noznaczny, natomiast w drugim badaniu ustalono osta-
teczne rozpoznanie. Koniecznos$¢ reoperacji wynikata
z matej doszczetnosci pierwszego zabiegu, dostosowanej
zakresem do leczenia zmiany, jakg rozpoznano w pierw-
szym badaniu histopatologicznym.
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