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PSEUDO-TUMOR PITUITARIO E HIPOPITUITARISMO SECUNDARIO A UN PAPILOMA
INVERTIDO DEL SENO ESFENOIDAL
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Resumen El papiloma invertido (PI) es un tumor epitelial benigno, poco frecuente, que se origina mayormente
de la pared nasal lateral. A pesar de ser benigno, constituye una lesién altamente invasiva de
tejidos vecinos y puede sufrir una transformaciéon maligna. El Pl primario del seno esfenoidal con extension
intracraneana e invasion dural, aun sin evidencia histolégica de malignidad, ha sido excepcionalmente descri-
to. Describimos el caso de una mujer de 59 afos de edad que fue evaluada por cefaleas intensas de 5 afos
de evolucion y anormalidades del campo visual. Una resonancia magnética nuclear (RMN) mostré una masa
selar heterogénea de 1.4 por 2 cm con extensién supraselar y al seno esfenoidal, con erosion del piso selar y
compresion del quiasma 6ptico. Recibié 16 mg/dia de prednisona durante aproximadamente 3 meses con una
regresion casi total de la masa en la RMN. En la evaluacion hormonal se hallé insuficiencia gonadal, tiroidea y
adrenal central. En una nueva RMN se observé crecimiento del tumor con compromiso total del seno esfenoidal.
Una biopsia endoscépica confirmé el diagndstico de PIl. Se realizé una cirugia sinusal transnasal endoscépica
con una reseccion completa evidenciada en una RMN un afio mas tarde.
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Abstract Pseudo-pituitary tumor and hypopituitarism secondary to a sphenoid sinus inverted papil-
loma. nverted papilloma (IP) is a benign uncommon epithelial tumor, arising mostly from the lateral
nasal wall. Though benign, this lesion is highly invasive into surrounding tissues and malignant transformation may
occur. Primary IP of the sphenoid sinus and intracranial extension with dural invasion, even without histological
evidence of malignancy, has only rarely been described. Hypopituitarism as a complication of this lesion has never
been reported. We describe the case of a 59-year-old woman who was evaluated because of a 5-year-history of
severe headaches and abnormalities in the visual field. Magnetic resonance imaging (MRI) showed a 1.4 per 2.0
cm heterogeneous sellar lesion with suprasellar and sphenoid sinus extension, eroding the sellar floor with optic
chiasm compression. Otolaryngologists gave her 16 mg/day of prednisone during approximately 3 months with a
near total regression of the mass on MRI. The endocrine biochemical evaluation showed pituitary gonadal, thyroid
and adrenal insufficiency. A new MRI showed growth of the tumor with obliteration of the sphenoid sinus. An
endoscopic sinus biopsy revealed an IP, so a transnasal endoscopic sinus surgery was performed with complete
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resection evidenced by MRI a year later.
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El papiloma invertido (PI) es un tumor epitelial be-
nigno e infrecuente, que se origina mayormente de la
pared nasal lateral. A pesar de ser benigno, esta lesién
es altamente invasiva hacia las estructuras vecinas,
pudiendo experimentar transformacion maligna'. Re-
presenta el 0.5 a 4% de todos los tumores primarios
de la nariz. Excepcionalmente se ha descripto el Pl
primario del seno esfenoidal con extensién intracra-
neana e invasion dural, aun sin evidencia histolégica
de malignidad? 3.
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Caso clinico

Describimos el caso de una mujer de 59 afos de edad quien
fue evaluada por una historia de intensa cefalea y anormalida-
des del campo visual de 5 afios de evolucion. Se realizé una
RMN de cerebro que puso en evidencia la presencia de una
lesion heterogénea de 1.4 por 2.0 cm de diametro con exten-
sion supraselar y al seno esfenoidal, erosionando el piso de
la silla turca y con compresién quiasmatica (Fig. 1A). Debido
a la invasién del seno esfenoidal, fue inicialmente evaluada
por otorrinolaringdlogos. Recibié 16 mg/dia de prednisona
durante 3 meses interpretandose la lesién como un pélipo
inflamatorio. Con este esquema terapéutico se produjo la casi
total regresion de la masa tumoral (Fig. 1B).

Debido a la presencia de la masa intraselar, fue enviada a
consulta por parte del Servicio de Endocrinologia. Al examen
fisico se constaté un indice de masa corporal de 26.5 kg/m2.
La glandula tiroides estaba levemente aumentada de tamafo
con un nédulo de 2.0 cm en el I6bulo izquierdo. En la eva-
luacién bioguimica endocrinoldgica se encontré insuficiencia
pituitaria gonadal (LH < 0.15 mUI/ml [valores de referencia,
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Fig. 1.— A: RMN, corte sagital al diagnéstico mostrando lesion heterogénea con extension al seno esfenoidal, supraselar y
compresion quiasmatica. La flecha negra sefala la lesion; B: luego de tratamiento corticoide: noétese la regresién signifi-

cativa de la masa. La flecha negra indica la lesién.

Fig. 2.— A: RMN, corte sagital con evidencia de re-crecimiento de la masa y obliteracién del seno esfenoidal. La flecha negra
sefiala la lesion; B: luego de reseccion endoscopica. La flecha negra indica la lesion.

VR: 11.3-40.0] y FSH 0.74 mUI/ml [VR: 21.7-153.0]), tiroidea
(TSH 1.9 pUl/ml [VR: 0.5-5.0], T4: 4.7 pg/ml [VR:4.5-12.5], T3:
77 ng/ml [VR: 80-180]) y adrenal (cortisol sérico < 1.0 pg/dl
[VR: 5-25]). Se inici6 entonces tratamiento de reemplazo con
levotiroxina e hidrocortisona. Ademas, se realizd una puncion
aspirativa con aguja fina del nédulo tiroideo palpable. El re-
sultado citolégico fue un carcinoma papilar tiroideo, variante
esclerosante. Fue sometida a una tiroidectomia total seguida
de ablacion postquirdrgica con 100 mCi de yodo radioactivo.
El rastreo corporal total mostré captacion en lecho tiroideo.
Permanecioé en el seguimiento con niveles indetectables de
tiroglobulina estimulada y bajo supresion con levotiroxina.

Permanecié asintomatica en los 5 afnos posteriores. En
los estudios de RMN se observé un residuo tumoral esta-
ble en el seno esfenoidal con aracnoidocele secundario.
Abandoné el seguimiento médico durante 4 afnos hasta
que recurrié la cefalea intensa. Habia desarrollado ademas
diabetes mellitus tipo 2.

En una nueva RMN se observé crecimiento del tumor con obli-
teracion del seno esfenoidal. La masa era heterogénea y ocupaba
la region selar (Fig. 2A). Se realizé una biopsia de seno esfenoidal
por via endoscdpica que confirmé el diagndstico de un PI. Se rea-
lizo entonces una cirugia endoscdépica del seno por via transnasal
con una reseccion completa segun lo mostré la RMN realizada
3 meses mas tarde (Fig. 2B). El estudio anatomo-patolégico del
tumor extirpado confirmoé el diagndstico de PI, sin signos de ma-
lignidad. Un afio mas tarde, la evaluacion endocrina confirmé la
persistencia del hipopituitarismo con insuficiencia adrenal central
permanente y sin evidencia en la RMN de recurrencia tumoral.

Discusion

El papiloma invertido es un tumor epitelial infrecuente con
origen generalmente en la pared lateral de la nariz. Fue



HIPOPITUITARISMO POR PAPILOMA INVERTIDO ESFENOIDAL

descrito por primera vez por Vogel en 1926*. La incidencia
comunicada es de 5.2 nuevos casos por millén de habi-
tantes al aio®. El PI constituye un papiloma sinonasal de
acuerdo a la Organizacion Mundial de la Salud®. EI Pl pri-
mario del seno esfenoidal es inusual, con una frecuencia
de presentacion de 4% segun Pasquini y col.”.

El Pl puede tener una naturaleza invasiva, localmente
agresiva, con destruccion ésea por erosion. Se llama inver-
tido porque las células proliferativas se invaginan e invaden
los tejidos submucosos. Dentro del Pl puede desarrollarse
un carcinoma de células escamosas, recomendandose un
examen histopatoldgico exhaustivo del papiloma asi como
también de la mucosa adyacente’. La incidencia de transfor-
macion maligna se describe en 9% de los pacientes*. Mas
aun, el Pl tiende a recurrir si la reseccion es incompleta.

La extension intracraneana del Pl es un evento inusual
si se consideran solo los Pl “puros” excluyendo a las
variantes malignas. La mayoria de los pacientes con PI
intracraneano (83%) tienen enfermedad recurrente?. La
presentacion clinica del Pl limitado al seno esfenoidal se
caracteriza fundamentalmente por sintomas nasales y
cefalea, aunque se han descrito también sintomas suitiles,
insidiosos e inespecificos. Debe realizarse el diagndstico
diferencial con otras lesiones aisladas del seno esfenoidal.
En nuestro caso la presencia de cefalea fue el sintoma
principal. Ademas, debido a la extension supraselar la
paciente manifesté anormalidades del campo visual. Se
realiz6 una cuidadosa valoracion endocrinoldgica que puso
en evidencia la presencia de hipopituitarismo, por lo que
se inicié un adecuado reemplazo hormonal. No se evalué
el déficit de somatotropina; no obstante, su afectacion es
probable dado que es un eje pituitario muy vulnerable.
En el déficit de somatotropina del adulto hay aumento del
tejido graso visceral, pudiendo esto vincularse al desarrollo
de diabetes mellitus tipo 2 de la paciente. No existen en
nuestro conocimiento valoraciones hormonales tan minu-
ciosas en los pacientes con Pl del seno esfenoidal, a pesar
del reconocimiento de que estas lesiones alli localizadas
pueden originar defectos del campo visual luego de la ex-
pansion selar y supraselar®, sin mencionar la posibilidad de
desarrollo de hipopituitarismo. El hallazgo de hipofuncion
pituitaria en nuestra paciente resalta la importancia de
una cuidadosa evaluacion bioquimica endocrinoldgica en
pacientes con Pl del seno esfenoidal. Podriamos especular
que la razdn de la baja frecuencia de hipopituitarismo en
el Pl del seno esfenoidal esté vinculada al subdiagnds-
tico, y que el hipopituitarismo parcial o completo podria
ser diagnosticado con mayor frecuencia. Se ha descrito
un caso de hipopituitarismo en un tumor faringeo, pero
en este caso la disfuncion pituitaria fue secundaria a una
metastasis del carcinoma nasofaringeo® sin evidencia de
erosion de la base del craneo ni extension intracraneana
directa. Recientemente, se ha informado un caso de PI
semejando un macroadenoma pituitario®.

El diagndstico concomitante de Pl junto con el carcino-
ma papilar de tiroides se suma a comunicaciones previas
de la asociacion de Pl con tumores malignos del cuello™.
No obstante, esta asociacion podria ser solo accidental.
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No se ha descrito con anterioridad la regresion del
PI con tratamiento esteroideo. Sin embargo, Michaels
y Young" han descrito células inflamatorias en el PI.
Roh H-J y col.'? a su vez han hallado fenémenos in-
flamatorios en PI, particularmente en Pl de bajo grado
con un numero significativo de células inflamatorias
infiltrando el estroma. Estos hallazgos histopatolégicos
podrian explicar la respuesta a los glucocorticoides en
nuestra paciente.

La reseccién quirdrgica es el tratamiento primario
del PI, con diferentes estudios mostrando la eficacia del
acceso endonasal. Pasquini y col.” plantean al acceso
endoscopico como el tratamiento de eleccién en los Pl.
No hay un consenso sobre la terapéutica 6ptima del Pl del
seno esfenoidal, a pesar de la descripcion de abordajes
endoscopicos. La mayoria de las descripciones en la lite-
ratura mencionan una alta tasa de recurrencia. En nuestro
caso no se observo recurrencia al afio de seguimiento.

En conclusion, el Pl debiera incluirse en el diagndstico
diferencial de las lesiones de tejidos blandos intranasales
evaluadas por otorrinolaringdlogos. Méas aun, cuando la lesion
erosiona el piso de la silla turca, debe realizarse una evaluacion
endocrinoldgica completa dado que el Pl puede considerarse
como otra causa, si bien infrecuente, de hipopituitarismo.
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