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RESUMEN

El leiomioma oral es un tumor benigno del musculo liso que
aparece frecuentemente en el Utero, aparato gastrointestinal y
piel, siendo poco frecuente en la cavidad oral debido alaesca-
sez de musculo liso en esta localizacion.Este tipo de tumores
puede aparecer a cualquier edad, presentandose generalmente
COMO una masa de crecimiento lento asintomatica, aunque en
ocasiones pueden ser dolorosos. Los lugares més frecuentes de
asentamiento dentro de la cavidad oral son: labios, paladar y
lengua.

El diagndstico de leiomioma se basa fundamentalmente en la
histologia, y se emplean tinciones especificas paradiferenciar-
los de otros tumores.

El tratamiento es la extirpacion quirdrgicade lalesion.
Presentamos un caso de una mujer de 62 afios de edad con un
leiomioma en mejilla derecha de 6 meses de evolucion, expo-
niendo las caracteristicas clinicas de lalesién y tratamiento de

lamisma
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INTRODUCCION

El leiomioma es un tumor benigno del musculo liso que puede
aparecer en cuaquier localizacion, siendo més frecuente en e
aparato genitourinario femenino. La aparicién en la cavidad
oral es poco frecuente 0.065% (1) y esto es debido ala escasez
de musculo liso en esta localizacion. Stout (2) sugirio que €
origen de musculo liso en la cavidad oral es la tinica media
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arterial, mientras que Glas (3) considera que proviene del con-
ducto lingual y propone la papilacircunvalada como otro posi-
ble origen.

El leiomioma ora puede aparecer a cualquier edad, aunque la
incidencia méaxima se sitlia entre 40-59 afios (4).

Dentro de la cavidad oral la localizacién mas frecuente son:
labios, lengua, paladar duro y blando seguido de mejillas (5).
El tratamiento de eleccidn para este tipo de tumores eslaciru-
giay hasido & dnico tratamiento empleado hasta el momento,
habiéndose dado sdlo un caso de recidiva en un paciente dos
semanas después de la cirugia lo que hace suponer que ho se
extirp6 todalalesion (6).

En laactualidad s6lo hay 139 casos de leiomiomas orales des-
critos, el propdsito del presente estudio es presentar un nuevo
caso de un leiomioma de localizacion en mejilla, asi como ex-
poner las caracteristicas clinicas e histol6gicas del mismo.

CASO CLINICO

Presentamos el caso de una paciente mujer de 62 afios de edad,
con antecedentes médicos de hernia de hiato, diverticulosis y
diverticulitis, colonirritable, inflamacién devesiculay artrosis,
gue se estaba medicando con Duspatalin ®. Entre los antece-
dentes quirdrgicos habiasido intervenidade unaamigdalectomia
en lainfancia

La paciente acude a nuestra consulta por presentar una
tumoracion asintométicaen mejilladerechade 6 mesesde evo-
lucién, que no habia remitido con tratamiento antibiético ni
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antiinflamatorios.

A laexploracion clinica nos encontramos con una tumoracién
en mucosa yugal derecha, por delante de la rama ascendente
mandibular con un tamafio de 2 x 3 cm de didmetro, de consis-
tencia dura a la palpacion con un aspecto de mucosa sana en
superficie. Solicitamos una ortopantomografia donde no se en-
contrd ningun hallazgo patoldgico, una tomografia axial
computerizada (TAC) y unabiopsiade lalesion.

En un corte axial del TAC, a nivel de la rama ascendente
mandibular nos encontramos con unatumoracién de un tama-
fio de 3 x 2 cm de didmetro de consistenciasimilar al misculo
situada en el lugar correspondiente a la «Bola Adiposa de
Bichat» (Figural).

Lalesién se extirpd quirdrgicamente bajo anestesiageneral, en
el informe anatomopatol gico nos informan de un tumoracion
sdlida, bien delimitada, constituida por células fusiformes, de
nucleos elongados y citoplasma eosindfilo apuntado, que se
disponen en fasciculos, con presencia de numerosos vasos de
paredes finas y areas de esclerosis con pequefios focos de cal-
cificacion distréfica. Alrededor de la tumoracion se observan
pequefios fascicul os de miscul o esquel ético, sin que se identi-
fiquen glandulas salivales ni mucosaoral (Figura?2). El estudio
inmunohistoquimico reveld la expresion en estas células de
actina siendo negativas para citoqueratinay S-100, con diag-
nostico de leilomiomaora (Figura3).

En la actualidad, después de 2 meses de la extirpacion de la
lesion la paciente se encuentra bien y no se observa ningln
signo derecidiva.

DISCUSION

L os tumores de musculo liso son poco frecuentes en la cavidad
oral, debido ala poca cantidad de misculo no estriado en esta
localizacion. El origen del misculo liso en la cavidad oral es
probablemente la tlnica media arterial, teoria propuesta por
Stout (2), o restos de tejido embrionario como el conducto
lingual o la papila circunvalada propuesto por Glas (3).

En una serie de tumores de musculo liso de todo e cuerpo
revisada por Farman en 1975 (1) sevio que un 95% ocurrian en
e tracto urogenital femenino, de todos los tumores restantes
solo el 0.064% tenian unalocalizaciénintraoral. En 1884 Blanc
(7) publicé el primer caso de unleiomiomaoral en un paciente
de 33 afios con una tumoracion en la base lingual. Glas (3),
describio6 € segundo caso de un leimiomalingual en un pacien-
tevardn de 44 afios de edad, desde entonces hay descritosen la
literatura 139 leiomiomas orales, siendo laslocalizaciones més
frecuentes: labios, lengua, paladar duroy blando y mejillas en
menor frecuencia. Nosotros afiadimos un nuevo caso de un
leiomiomaen mejilladerechaalaliteratura

De los leiomiomas descritos en la literatura se han encontrado
que 70 fueron varones y 58 mujeres, €l paciente masjoven fue
un nifio de 6 dias de edad con unleiomiomaen labase delingual
queledificultabalarespiracion por [o que tuvo que ser intubado
al nacer (8), y €l caso de méas edad fue un varén de 88 afios de
edad (9). No obstante, € pico de edad de estos tumores benig-
nos de misculo liso se sitGiaentre los 40-49 afios de edad, y son
més frecuentes en el sexo masculino con una proporcion 2:1.
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Fig.1. Corteaxial del TAC, conunatumoracién de2x 3 cms, de consistencia
similar a misculo localizadaen la“ Bola adiposa de Bichat”.

Axial view of the CA T, with a swelling of 2 x 3 cms, with a consistency similar
to the muscle placed in the “ Buccal Flat Pad” .
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Fig. 2. El tumor muestra bandas entrelazadas de células de misculo liso pe-
quefias y uniformes, separadas por un estroma fibrovascular .(Hematosilina-
eosing, x100).

The tumour shows intersecting bands of small, uniform smooth muscle cells
separated by a fibovascular stroma. (Hematoxylin-eosin, x100).

Fig. 3. Lainmunohistoquimica revela la positividad frente a la actina del
musculo liso dentro de las células tumorales. (x100).

Immunohistochemical staining reveal the expression of smooth muscle actin
within the tumour cells. (x100).
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Hemos descrito el caso de una paciente mujer de 62 afios de
edad, dato que se gjusta a lo anteriormente mencionado.

En lamayoria de |os casos €l |eiomioma se presenta como una
masa asintomética, de crecimiento lento, firme ala palpacion,
mientrasque el color delaslesionesdepende delavascul aridad
y profundidad delas mismas. Lucas (10) public6 un caso deun
lelomioma en encia con una coloracion violacea en superficie,
mientras que en nuestro caso tenia un aspecto de mucosa nor-
mal.

Aunqgue en el 43% de los casos las | esiones son asintométicas,
hay autores (11,12) que han publicado lesiones sintométicas,
siendo los sintomas més frecuentes: dificultad en lamasticacion
y deglucion y movilidad dentaria

Suelen presentarse como |esiones de pequefio tamario, entre 1-
2 cm, de menos de un afio de evolucion (4), nuestro caso aun-
gue de tamarfio algo mayor 2 x 3 cm, con un tiempo de evolu-
cion de 6 meses se gjusta alo encontrado en laliteratura.
LaWorl Health Oragnization (WHO) (13), distingue 3 subtipos
histol6gicos de leiomiomas: leioma (sélido), angiomioma
(leilomioma vascular), leiomioma epitelial (Ieiomioblastoma),
siendo mas frecuente el angiomioma con una 74%, seguido
del leiomioma sdlido con un 25%, y slo se hadescrito un caso
de un leiomioblastoma (14,6) en la literatura. Duhing y Ayer
(15) sugirieron que el leiomioma vascular representa solo un
estadio de un continuo proceso de maduracion del misculoliso.
El proceso de maduracion seria €l siguiente: hemangioma,
angioma, leiomioma vascular, leilomiomay leiomioma sélido.
Otros autores como Farman (1) no estan de acuerdo con ésta
teoria. Nuestro caso corresponde a un leiomioma solido.

Por laaparienciaclinicaesmuy dificil diferenciar unleiomioma
de otrostumores mesenquimal es como: fibroma, neurofibroma,
lipoma, mucocele, o del tumor maligno de masculo liso, €
leilomiosarcoma (14), por 1o que el diagnostico final de un
leiomioma esté basado en el andlisis histolégico de la lesion.
Para diferenciar un leiomioma de otras tumoraciones de célu-
las fusiformes es necesario el empleo de tinciones especificas
queidentifiquen las fibras musculares y de colageno, entre es-
tas tinciones encontramos. Van Gieson, Tricromico de Masson
y Mallory PTAH. En €l tricromico de Masson las fibras muscu-
lares setifien derojo, mientras que el colageno setifiedeazul o
verde, aunque, Oles (16) recomiendalatincién de Van Gieson
para tefiir el masculo. Tanto €l tricromico de Masson como la
tincion de Van Gieson pueden dar fal sos positivos para el mis-
culoy paralasfibras de colédgeno, para solucionar este proble-
ma se recomienda verificar laexistencia de miofibrillas con la
tincion de Mallory PTAH. En nuestro caso se hicieron tinciones
con hematoxilina-eosina y tricromico de Masson. También es
importante el empleo detécnicasinmunohistoquimicas(17) para
hacer el diagndstico diferencial con otras patologias, en el
leiomioma encontraremos una positividad frente a la actina,
marcador de musculo liso, que dio positiva en nuestro caso,
dando negativa frente ala citoqueratinay S-100.

Es muy dificil diferenciar un leiomioma bien diferenciado de
un leiomiosarcoma de bajo grado de malignidad, pararesolver
este problema, Robbins y Corten (18) sugieren que el factor
més importante es la presencia de figuras mitdticas, asi puessi

217

Leiomioma / Leiomyoma

encontramos mas de 10 figuras mitéticas por campo de gran
aumento (40 x), nos indica un comportamiento maligno de la
lesidn, mientras que menos de 2 figuras mitéticas por 10 cam-
pos de gran aumento indica un buen pronostico de la lesion
seglin Gorliny Golman (19), y esto fue lo que encontramos en
nuestro caso. El porcentaje de malignizacion del leiomiomaen
la cavidad oral es ato comparado con la misma lesién en
tracto genital femenino, ya que este se sitllaen un 20% (1).

El tratamiento de eleccidn para este tipo de lesiones es bien la
biopsia-extirpacion o lareseccién en blogue de lalesion dejan-
do unos margenes de seguridad libres de tumor (5).
Lacirugiahasido el tratamiento Unico empleado hasta el mo-
mento en todos |os casos de |eiomioma descritos en laliteratu-
ra, habiéndose dado sdlo un caso de recidiva en un paciente
dos semanas después de la cirugialo que hace suponer que no
seextirpd todalalesion (6). Laextirpacion delalesion en blo-
gue bajo anestesiageneral fue el tratamiento empleado en nues-
tro caso debido a que el tamafio delalesion y lalocalizacion
delamisma impidieronrealizar unabuenabiopsia-extirpacion
de latumoracion.

ENGLISH

Oral leiomyoma: A case
report

LLoria-BeENET M, BAGAN JV, LLoriA DE MiGUEL E, BoRJa-
MoraNT A, ALoNSO S. OrRAL LEIOMYOMA: A CASE REPORT. MED
OraL 2003;8:215-9.

SUMMARY

Oral leilomyomaisabenign smooth muscle tumour, that occurs
most frecuently in the uterine myometrium, gastrointestinal
tract, and skin. Ocurrence in the oral cavity is considered rare,
probably because of the paucity of smooth muscletissueat this
level.

Smooth muscle tumours can occur at any age an usualy is
appear as a slow growing, firm mucosal nodule. Most lesions
are asymptomatic, although occasional tumours can be painful.
The most common sites are: lips, palate and tongue.

The diagnosis of leiomyoma in the oral cavity is mainly
determined by histological studies and special specific stains
may be helpful to differentiate from other tumours, and also to
confirm the smooth muscle origin is the diagnosisisin doubt.
Surgical excision of the lesion appears to be the best treatment
option.

The purpose of this articleis to present a case of a 62 year-old
woman, with a 6 month history of alelomyoma in her right
cheek and to explain itsclinical features and treatment.

Key words : Leiomyoma, oral cavity.
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INTRODUCTION

Leiomyomais asmooth muscle benign tumour that can appear
at any location, being the most frequent site the female genital
tract. Only 0.065% (1) of smooth muscle tumours had an
intraoral location, this is due to the lack of smooth muscle at
thissite. Stout (2), suggested that the origin of the smooth muscle
in the oral cavity isthe tunica media of the blood vesselswall,
whereas Glass (3) considered the smooth muscle of the ductus
lingualis and suggested the circumvallate papillae as another
possible source.

Oral leiomyomas can appear at any age, but, the greatest
prevalence is in the 40-59 years age groups, being the most
frequent locations the lips, tongue, hard and soft palate, and
much less frequently in the cheeks (4,5).

Surgical excision of leiomyoma appears to be the best option
for treatment, and it has been the only one used until nowadays.
There has been just one recurrence case 2 weeks after the
excision of thelesion, so it was suggested that the tumour was
not removed totaly (6).

Nowadays there are only 139 |leiomyomas reported in the
literature. The purpose of thisarticleisto present anew case of
aleiomyomain the cheek and explainitsclinical and histological
features.

CASE REPORT

We present a case of a 62 year-old woman with a previous
medical history of hiatus hernia, diverticulosisand diverticulitis,
irritable colon, inflamed gallblader and arthrosis, she was
prescribed and was taking Duspatalin®. Previous surgical
history, indicated that she underwent a tonsillectomy during
her childhood.

The patient cameto our clinic with a6 month history of swelling
in theright cheek, that did not resolved neither with antibiotics
nor anti-immflamatory treatment.

Clinicaly we found a swelling mass 2 x 3 cms in diameter, in
front of the ascending mandibular branch. Thetumour was solid
at touch an did not present any unusual coloration.

We request for an orthopantography where we did not find
anything pathological, and also a computed axial tomography
(CAT).

In an axial view of the CAT, we found in the ascending
mandibular branch aswelling of a2 x 3 cms of diameter with a
consistency similar to themuscle placed inthe “ Buccal Fat Pad”
(Figure 1).

The lesion was removed under general anaesthesia.
Thehistological report informed that the tumour was solid, well
circumscribed, and was constituted of small spindle cells,
arranged in bands, with the presence of numerous thin walled
vessels between them, and areas of sclerosis with small focus
areas of dystrophic calcification. The cells were small and
fusiform, and the nucleus was uniform, monochromatic and
spindles, with blunt ends. No mitotic figures were found.
Surrounding the tumour small bands of skeletal muscle were
observed, without any identification of neither salivary glands
nor oral mucosa (Figure 2). The immunohistochemical study
revealed the expression of vimentin, desmin, muscle specific
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actin (MSA) and smooth muscle actin (SMA) within the tumour
cells (Figure 3). The other markersstudied ( cytokeratine, AEL/
AE3, EMA, S100 and CD34) were negative. With all these
findings a diagnosis of oral |eilomyomawas made.

Nowadays, 2 month after the excision of the lesion, no signs of
any recurrence are observed.

DISCUSSION

Smooth muscle tumours are rare in the oral cavity, thisis pro-
bable because of the paucity of smooth muscle tissue.

The source of smooth muscle in the oral cavity is either the
arterial tunica media as suggested Scout (2), or the ductus
lingualis and the circumvallate papillae as proposed Glass (3).
In an extensive study of smooth muscle tumours reviewed by
Farman in 1975 (1), showed that 95% of them where in the
female genital tract, of the remaining, only 0.064% had an
intraoral location. In 1884, Blanc (7), reported the first case of
aleiomyoma in the ora cavity in a 33 year-old man with a
large tumour at the base of the tongue. The second case was
described by Glass (3), involving the tongue of a 44 year-old
man. Sincethen, there are nowadays 139 |el omyomas described
in the literature. The most frequent locations are: lips, tongue,
hard and soft palate, and fewer in the cheek. We add anew case
to the literature of aleiomyomalocated in the right cheek.
Between al the oral leiomyomas described in the literature, 70
cases are men and 58 cases are women, the youngest patient
was a6 year-old infant who had aleiomyoma at the base of the
tongue and required intubation at birth for airway obstruction
(8). The oldest patient was a 838 year-old man (9). Never less
the peak age of prevalence was 40-59 years old for smooth
muscle benign tumours, and seemsto be more frequent in men
with a2:1 ratio. We described a case of a 62 year-old woman,
which corroborates with the current literature.

The majority of the cases reported indicated an asymptomatic
slow growing mass, firm at touch and the colour of the lesions
depends on their depth and on their vascularity. Lucas (10)
published a case of a gingival leilomyoma, which appeared as
purple swelling, while our case had the coloration of a normal
mucosa.

Although 43% of the lesions are asymptomatic, some authors
(11,12) had reported symptomatic lesions, being the most
frequents ones: difficulty in chewing or swallowing and loose
teeth.

These are not very big tumours, with an average size between
1-2 cms, and with ahistory of lessthan ayear of evolution (4).
Our case, was dightly bigger in size, 2 x 3 cms and had a 6
month history, this corroborates with what has been published
in literature.

TheWorld Health Organi zation (WHO) (13) distinguished three
typesof leilomyomas: leiomyoma (solid), angiomyoma (vascular
leiomyoma), and epitheloid leilomyoma (leioblastoma). The
most frequent type is the angiomyoma with a 74%, followed
by solid leiomyomas with a 25% and there is only one case of
an epitheloid leiomyoma described in the literature (14,6).
Duhing and Ayer (15) proposed that the vascular leiomyomais
only onetype of acontinuous maturation processof proliferative
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tissue of the smooth muscle. The maturation processwould be:
hemangioma, angioma, vascular leiomyoma, leilomyoma and
solid leilomyoma. Other authors like Farman (1) disagree with
this theory. Our case was a solid leilomyoma.

From the clinical appearanceis very difficult to differentiate a
leiomyomafrom other mesenchymal tumours such as, fibroma,
neurofibroma, lipoma, mucocele or the leiomyosarcoma, the
malignant counterpart (14,16), therefore the final diagnosis of
ora leiomyomaismainly determined by ahistological study. A
diagnosis of atypical leiomyoma can normally just be made
with the microscopic findings observed with hematoxylin and
eosin stains. Specia stains, such as Masson’s trichrome stain
can be useful to demonstrate collagen fibres between smooth
muscle cells and myofilaments within them (17). In our case
hematoxylin-eosin and Masson’s trichrome stains were
performed. It isalso important the use of immunohistochemical
studies to make the differential diagnosis with other spindle
cellstumours. We found positivity for smooth muscle markers;
desmin, MSA and SMA. Other markers such as; S-100 protein,
CD34, CK and EMA were used for differential diagnosis with
other spindle cell tumours, but all of them were negative.
Sometimes, itisvery difficult to differentiate aleiomyomafrom
alow grade leiomyosarcoma. To solve this problem Robbins
and Corten (18), suggested that ten mitotic figures per field
denote probable malignant behaviour, whereas fewer than two
mitotic figures per 10 high power fields, generally indicates a
good prognosisaccording to Gorlin and Golman (19). Thiswas
what we found in our case report. The proportion of
malignancies among oral smooth muscle tumoursishigh when
compared with the same lesionsin the female genital tract, it is
reported (1) that 20% of smooth muscle tumours were
malignant.

Thefirst option for treatment in benign smooth muscle tumours
appearsto be an excisional-byopsie or the bloc resection of the
lesion with wide margins (5). Surgery has been used astheonly
option for treatment in al leiomyomas described in literature,
and it hasbeen reported only onerecurrence case of aleiomyoma
2 weeks after the excision, therefore an incompleted resection
must be suspected as the probable cause (6). In our case we did
abloc resection of thelesion under general anaesthesiabecause
the size and location of the tumour unable us to do an
enucleation.
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