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RESUMEN

La ectopia de tejido tiroideo es una entidad clinica poco frecuente, y mas aiin cuando se presenta en 2 loca-
lizaciones diferentes. Se presenta el caso de una mujer de 38 afios a la que se diagnosticé ectopia tiroidea
dual: submandibular y lingual, tras la exéresis de una masa cervical de crecimiento rapido sospechosa de
neoplasia de la glandula submaxilar. A pesar de su baja frecuencia, la posibilidad de ectopia tiroidea se
debe considerar cuando se realiza un diagnostico diferencial de masas cervicales mediante ecografia, gam-
magrafia tiroidea y puncién-aspiracion con aguja fina guiada por ecografia.
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Dual ectopic thyroid: subclinical hypothyroidism after extirpation
of a submaxillary mass

ABSTRACT

Ectopic thyroid tissue is a rare clinical entity, and more so when it is present in two different locations. We
present the case of a 38-year-old euthyroid woman with submandibular and lingual ectopic thyroid tissue
in the absence of a normally located thyroid gland, diagnosed after the extirpation of an asymptomatic
mass misdiagnosed as a neoplasm of the submaxillary gland. Despite its low frequency, the possibility of
ectopic thyroid should be considered when making a differential diagnosis of neck masses, using ultra-

sound, thyroid scan and ultrasound-guided fine-needle aspiration biopsy.

© 2008 Elsevier Espafia, S.L. and SEMN. All rights reserved.

Introduccion

El primordio tiroideo es una formacién endodérmica de la linea
media, situada en la parte posterior de la cavidad oral embrionaria,
que contiene los precursores de las células foliculares tiroideas. Pos-
teriormente, estas células forman un diverticulo que progresa para
dar lugar a la glandula tiroidea definitiva. El tejido embrionario tiroi-
deo durante su descenso permanece conectado al foramen caecum
mediante un estrecho canal llamado conducto tirogloso. Los precur-
sores de las células C migran desde la cresta neural a ambos lados del
cuello embrionario hasta las cuartas bolsas faringeas, convirtiéndose
en los cuerpos tltimos branquiales. Estas células se desplazaran me-
dialmente para acabar localizdndose entre los foliculos tiroideos!.

La ectopia de tejido tiroideo (ETT) puede encontrarse en cualquier
lugar del trayecto de descenso embrionario del tiroides, desde el fo-
ramen caecum hasta el mediastino. Es poco frecuente, sobre todo si
coexiste tejido ectépico en mas de una localizacion y, ademas, hay
tejido tiroideo en su localizacién habitual. Hasta la actualidad se han
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descrito escasos casos de ectopia dual**?, ectopia triple' y ectopia
submandibular?8914-18,

Caso clinico

Mujer de 38 afios, diagnosticada 10 aflos antes de diabetes mellitus
tipo 2 asociada a obesidad. Fue remitida al servicio de cirugia maxilo-
facial para extirpacion quirdrgica de una masa submaxilar derecha, de
crecimiento rapido, detectada casualmente por la paciente unos meses
antes. No referia sintomas locales, disnea, disfonia ni sindrome consti-
tucional. La tomografia computarizada (TC) y la resonancia magnética
(RM) mostraban una masa de apariencia irregular de 7 x 5 cm en el
angulo submakxilar derecho, un nédulo en el dorso de la lengua, y ade-
nopatias de 1 cm en el espacio submaxilar derecho y menores de 1 cm
en los espacios carotideo y cervical posterior derechos, y submentonia-
no y supraclavicular izquierdos (figs. 1-3). La ecografia cervical no apor-
taba mayores datos. La puncién-aspiracién con aguja fina (PAAF) de la
masa submaxilar no fue diagnéstica ya que el estudio citolégico mostré
celularidad linfoide polimorfa. Por ello se decidi6 la extirpacién quirar-
gica de la masa submaxilar y las cadenas ganglionares. El diagnéstico
anatomopatoldgico definitivo fue adenoma folicular tiroideo de 6 x 4 x
2,5 cm, con cambios degenerativos (hemorragias, calcificaciones y fi-
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Figura 1. Tomografia computarizada que muestra una masa submandibular derecha
que desplaza lateralmente la glandula submaxilar (*). La masa presenta caracteristicas
heterogéneas, con dreas quisticas e intensa captacion de contraste.

Figura 2. A) Corte axial de resonancia magnética (RM) (T1-weighted) que muestra una
masa en el suelo de la boca, que ocupa el espacio submandibular. B) Corte axial de
RMN (T2-weighted) que muestra el componente quistico de la masa (*).

brosis) (fig. 4). Las adenopatias presentaban sélo signos inespecificos
de inflamacién crénica. Se solicitd estudio de la funcién tiroidea, en el
que se detect6 hipotiroidismo primario: TSH 54,3 mIU/I (normal: 0,35-
4,94 mIU/1), T4AL 0,75 ng/dl (normal: 0,70-1,48 ng/dl). La concentracién
plasmatica de anticuerpos antitiroideos no estaba elevada. La gamma-
grafia con pertenectato sédico de *™Tc confirmé la presencia de tejido
tiroideo ectépico sublingual y la ausencia de deteccién de actividad en
el lecho tiroideo. La RM confirmé la desaparicién de las adenopatias y
la persistencia del nédulo sublingual, correspondiente al depésito de
actividad observada en la gammagrafia (fig. 5).

Tras el tratamiento con L-T4 se normalizaron los valores de hor-
monas tiroideas. En la actualidad la paciente, tras 5 afios de segui-
miento, permanece asintomatica.

Discusion

La ETT es una entidad rara, mas frecuente en mujeres que en va-
rones?*, Su prevalencia es de 1/200.000 personas, y aumenta hasta
1/6.000 en pacientes con enfermedad tiroidea'. En las disgenesias
tiroideas puede aparecer hasta en un 50% de los casos'. En series de
autopsias se ha encontrado una prevalencia de 0,17 /1.000 autopsias
de adultos®. Aunque la ETT en los adultos puede detectarse a cual-

Figura 3. Tomografia computarizada que muestra un nédulo de 1,2 cm detrds de la
lengua.

quier edad, el diagnéstico suele establecerse en etapas de estrés fi-
siolégico como la pubertad* y el embarazo®.

La ETT puede encontrarse en cualquier lugar del trayecto de des-
censo embrionario, en la linea media anterior cervical, desde el agu-
jero ciego hasta el mediastino??2, La localizacién mas frecuente es la
lingual (hasta un 90% de casos publicados)">*. Se han publicado muy
pocos casos de ETT laterales a carétidas y yugulares®, como la presen-
te en nuestro caso. Aunque en principio se atribuian a la persistencia
del cuerpo dltimo branquial, se ha demostrado que son consecuencia
de una migracién anémala del primordio medial, Gnica fuente de cé-
lulas foliculares tiroideas, y su presencia no presupone que se trate
de una metastasis linfatica de un carcinoma tiroideo, como se pensa-
ba previamente'',

El resto de localizaciones atipicas de tejido tiroideo (tabla 1) pue-
de ser el resultado tanto de una migracién anémala como de una
diferenciacién heterotépica de células indiferenciadas pluripotencia-
les?s.

Hay casos descritos de ETT con agregacion familiar?, pero en hu-
manos no se han identificado alteraciones genéticas relacionadas
con la aparicién de tiroides sublingual, a diferencia de lo que ocurre
en ratones de experimentacion'.

La ETT diagnosticada en la edad adulta suele ser asintomatica.
Otras veces puede causar sintomas compresivos con sensacion de
cuerpo extrafio®, disfonia?*, disfagia?®> o disnea?®, dependiendo de la
localizacion. En alguna ocasion se ha diagnosticado por sangrado de
la ectopia?’ o por dificultad para realizar una intubacién®. En recién
nacidos puede dar lugar a estridor e, incluso, muerte por asfixia?®. La
confusion con asma bronquial suele darse en los raros casos de ETT
traqueal?>°,

La ETT puede presentar cualquier tipo de patologia tiroidea,
siendo la mas frecuente el hipotiroidismo subclinico. El hipotiroi-
dismo franco se produce hasta en un tercio de los casos y el hipoti-
roidismo congénito se asocia en el 22-60% de casos a ETT?. La eleva-
da frecuencia de hipotiroidismo se debe a que en el 70-80% de los
casos no se encuentra tejido tiroideo en su situaciéon habitual>'>1631,
La funcién tiroidea de nuestra paciente se determind en varias oca-
siones en los afios previos a la apariciéon de la masa cervical, y fue
normal. Sin embargo, no se evalué cuando aparecié la masa sub-
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Figura 4. Microfotografia de seccion histolégica de la masa submaxilar (tincién hema-
toxilina-eosina) que muestra una imagen con adenoma folicular tiroideo.

maxilar al no relacionarla con tejido tiroideo. Se podria postular
que, en nuestra paciente, el tejido tiroideo funcionante era el ect6-
pico localizado a nivel submaxilar. Si se hubiera producido una dis-
minucién de la sintesis y la secrecién de hormonas tiroideas por él,
se hubiera estimulado la produccién hipofisaria de tirotrofina
(TSH). Los valores elevados de esta hormona serian responsables
del mantenimiento de una concentracién plasmatica adecuada de
hormonas tiroideas y del crecimiento del tejido ectépico submaxi-
lar. Tras la extirpacion de éste es evidente el desarrollo de un cua-
dro franco de hipotiroidismo.

El crecimiento local de las ETT submandibulares puede ser la pri-
mera manifestacion clinica de éstas, haciendo que se confundan con
tumores de la glandula submaxilar®s, Muchas veces sélo se establece
el diagnostico, como ocurrié en nuestro caso, por el estudio histol6-
gico tras el tratamiento quirdrgico®.

Si la ETT (nica es poco habitual, mas rara es la presencia de 2 lo-
calizaciones ectdpicas diferentes de forma simultdnea. En el caso que
se presenta coexistia una ETT submaxilar con otra sublingual. Hay 3
casos descritos previamente de ETT dual en localizaciones simila-
res*® y, como en nuestro caso, en ninguno habia glandula tiroidea
eutopica. Hay otros casos descritos donde la glandula tiroidea coexis-
te con una ETT submandibular'>?, siendo en uno de ellos la glandula
tiroidea atrofica’s.

Las pruebas mas (tiles para establecer el diagnéstico de ETT son
la ecografia, la gammagrafia con 99Tcm?? y la realizacion de PAAF,

Tabla 1
Localizaciones de la ectopia tiroidea

Trayecto embrionario

Localizaciones aberrantes

Linea media
Lingual'-68
Sublingual®
Suprahiodea®
Hiodea®
Subhiodea*”1
Intralaringea®
Intratraqueal?s?’
Mediastino anterior®
Mediastino posterior'®
Esofago™
Intratimica

Lateral
Submandibular?8-914-18
Bifurcacién carotidea™

Glandula salival parotidea®
Intracardiaca’
Intrapulmonar?®

Aorta ascendente

Axila¥

Cutanea® (cervical)
Mama™

Subdiafragmadtica

Porta hepética®

Submucosa duodenal®
Mesenterio intestino delgado®
Hilio esplénico®

Pancreas®

Pared vaginal®

Trompas de falopio®

Glandula suprarrenal®

Vejiga urinaria®

Figura 5. Gammagrafia tiroidea con %"Tc tras cirugia, proyeccién frontal (A) y lateral
derecha (B), que muestra un foco de captacién en la base de la lengua y ausencia de
actividad en el lecho tiroideo.

preferentemente dirigida por ecografia. Todas pueden ayudar a dife-
renciar la ETT de focos de metastasis de un carcinoma diferenciado
de tiroides y de quistes del conducto tirogloso. El 1-2% de los supues-
tos quistes tiroglosos son en realidad ETT'. En nuestro caso la PAAF
y la ecografia no ayudaron al diagndstico. El tamafio de la masa sub-
maxilar era tan grande que distorsionaba las estructuras cervicales,
haciendo dificil la interpretacién de la ecografia. La gammagrafia
confirmé el diagnéstico de tiroides ectépico sublingual.

La mayoria de autores recomiendan el seguimiento a largo plazo
de las personas con ETT y el tratamiento con levotiroxina si hay hi-
potiroidismo y/o bocio sintomadtico o tan grande que condicione pro-
blemas estéticos?. El tratamiento quirdrgico estaria indicado si hay
sintomas compresivos, si se sospecha malignidad, por razones esté-
ticas, o cuando se asocie sangrado o tirotoxicosis*. Si la cirugia no
puede realizarse por edad avanzada y/o presencia de morbilidades
asociadas, el tratamiento con yodo-131 puede ser una alternativa®'s,

El autotrasplante de tiroides lingual se ha llegado a realizar con
éxito en la glandula submandibular (en la zona lateral cervical bajo
el esternocleidomastoideo) y en los musculos rectos del abdomens®.
En todo caso, antes de indicar un tratamiento, se debe valorar indivi-
dualmente a cada paciente considerando el tamarfio de la lesion, la
presencia de sintomas, las complicaciones locales, el grado de angus-
tia que genere, la edad, la existencia de comorbilidades y la funcién
tiroidea®.

En conclusién, aunque es poco frecuente la existencia de una ETT,
y mas si no estd localizada en la linea media, deberia tenerse en
cuenta en el diagnéstico diferencial de las masas cervicales, para lo
cual la ecografia, la gammagrafia con 99Tcm y la PAAF dirigida por
ecografia pueden ser de gran ayuda.
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