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SOUHRN

Uvod: Papilarni cystadenolymfom (Warthintv tumor) se vyskytuje primarné v piiugnich slin-
nych zlazach (5-10 % z celkového mnozstvi tumorti) prevazné v muzské ¢asti populace, s klinic-
kymi projevy v paté aZ osmé vékové dekadé. Jeho vyskyt v jinych lokalitach (napf. v drobnych
slinnych Zlazkach patra) je velmi vzacny. Upozorni na sebe nebolestivym téstovitym zdurenim
v dolnim pélu priusni Zlazy, které palpacné pripomina cystu. Tumor je tvofen soustavou cystic-
kych dutinek vystlanych eozinofilnimi cylindrickymi bunkami, lymfoidni tkani a vazivem. Pfed-
poklada se, Ze vznika nejspiSe proliferaci zZlazovych struktur uskfinutych v prabéhu embryonal-
niho vyvoje uvnitf lymfatické tkané. Proliferace Zlazovych struktur muZe byt podle nékterych
néazoru provokovana zanétlivym drazdénim. Nador je benigni, s omezenym riastovym potencidlem;
jeho maligni transformace je velmi vzacna.

Cil prace: Upozornit na moznost mnohocetného, popfipadé oboustranného vyskytu papilarni-
ho cystadenolymfomu ve tkani pfiusnich Zlaz.

Material a metodika, vysledky: Autofi prezentuji zkuSenosti s lé¢enim 64letého pacienta
s multifokalnim a bilateralnim vyskytem papilarniho cystadenolymfomu. Po exstirpaci dvou na-
dorovych uzlt v oblasti dolniho pélu levé priusni zlazy (2004) doslo v prabéhu pooperacni onko-
logické dispenzarizace ke klinické manifestaci papilarniho cystadenolymfomu v dolnim pélu pra-
vé priusni Zlazy. Tento nador byl chirurgicky odstranén s odstupem osmi let po prvni operaci. Po
obou chirurgickych vykonech je pacient bez subjektivnich obtiZi a klinickych znamek pooperac-
ni recidivy.

Zavér: Papilarni cystadenolymfom patii mezi vzacnéjsi benigni tumory slinnych Z14z. S ohledem
na riziko mnohocetného nebo oboustranného vyskytu v ¢asovém horizontu nékolika let je nez-
bytna pooperacni dispenzarizace. Ve spornych pripadech je vhodné doplnit klinické vySetfeni ul-
trasonografickym, pfipadné CT vySetfenim.

Klicova slova: papilarni cystadenolymfom — multifokalni vyskyt

SUMMARY

Introduction: Papillary cystadenoma lymphomatosum (Warthin’s tumour) primarily occurs in
parotid glands (5-10% of all the parotid salivary tumours) with slight predilection for males and
clinical symptoms between the fifth and eighth decades of life. Its clinical manifestation in other
locations (e.g. small palatinal salivary glands) is very rare.
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This tumour typically presents itself as a doughy cystic-like mass in the inferior part of the pa-
rotid gland. It is composed of small cystic spaces with intraluminal projection lined by eosinophillic
columnar cells and contains abundant lymphoid tissue in the underlying connective tissue. The
tumour is thought to arise within lymph nodes after the entrapment of salivary gland elements in
the course of embryonal development. Its growth is believed to arise secondary to chronic inflam-
mation. Warthin’s tumour is benign, with a limited growth potential. Malignant transformation is
extremely rare. The treatment of the tumour consists of simple enucleation; to prevent recurren-
ce and avoid the possibility of multicentric growth, superficial parotic lobectomy is sometimes re-
commended.

Aim: To point out the multiplicity and/or bilaterality of Warthin’s tumour in the parotid gland
tissue and lymphatic nodes.

Material and Method, Results: The authors present their experience with the treatment of
a man (64) with a multifocal and bilateral clinical manifestation of the papillary cystadenoma in
parotid glands. In 2004, two tumour’s nodes from the area of inferior part of the left part parotid
gland were removed. In the course of postoperative checking another tumour in the lower parts of
contralateral, right parotid gland was noticed. This tumour was removed eight years after the
first surgery; the diagnosis of Warthin’s tumour having been confirmed by a pathologist. After
both operations, our patient feels well showing no signs or symptoms of any recurrence.

Conclusion: Papillary cystadenoma lymphomatosum (Warthin’s tumour) belongs to less com-
mon neoplasmas of salivary glands. Owing to the risk of its multicentric or bilateral manifestation
in the course of years, careful clinical checking after surgery is necessary. In diagnostically ques-
tionable cases ultrasonography or CT (MR) are recommended.
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UuvoD

Papilarni cystadenolymfom (Warthintiv tumor) patii mezi benigni tumory slinnych zlaz
s predilek¢nim vyskytem v oblasti dolniho pélu gl. parotis. Jeho mikroskopicka struk-
tura je tvorena soustavou cystickych dutin uloZenych v lymfoidni tkani, vystlanych dvou-
vrstevnym eozinofilnim cylindrickym epitelem. Jde v podstaté o kombinaci cysticky uspo-
radanych duktalnich elementti uloZenych v normalni lymfoidni tkani. Tumor je benigni
a s ohledem na pozvolny riist byva nékdy povazovan spiSe za hamartom neZ za pravy
nador. Podle nékterych nazorti vznika proliferaci zlazovych duktalnich bunék, které do
lymfatickych uzlin pronikly béhem embryonélniho vyvoje [17]. Podle jinych autorti pfi-
tomnost cystickych zlazovych elementt1 naopak stimuluje proliferaci lymfoidni tkané v je-
jich okoli.

VLASTNI POZOROVANI

CtyriaSedesatiley muz byl vySetfen na ambulanci Kliniky tstni, ¢elistni a oblicejové
chirurgie LF UP a FN Olomouc v iinoru 2004. Dtivodem vySetfeni byla asymetrie oblice-
je podminéna zdurenim v oblasti dolniho pélu levé priusni Zlazy (obr. 1). Zdufreni, které
se zvolna zvétSovalo, si povSiml zhruba pred 10 lety. Ve zdravotnickém zafizeni ve spa-
du bylo provedeno vySetfeni MR, které prokazalo dva ohrani¢ené nadorové uzly velikos-
ti 30 x 28 mm v oblasti dolniho pélu levé parotis (obr. 2).

Rodinna anamnéza byla bez pozoruhodnosti; v osobni anamnéze pacient uvadél cho-
lecystektomii (1995), prostatektomii pro adenom (1997), hypertenzi a alergii na prokain.
Kurak, asi 10 cigaret denné.

Objektivnim vySetfenim jsme zjistili nevelkou asymetrii obliceje, podminénou nevy-
raznym zdutfenim pod levym €elistnim tthlem, které bylo maskovano okolni tukovou tka-
ni. KoZni kryt mél normalni barvu a povrch. Extraoralni palpaci jsme zjistili ohranic¢eny
uzel téstovité konzistence velikosti holubiho vejce, lokalizovany pod levym celistnim
uhlem, pohyblivy proti okoli, nebolestivy. Submandibularni ani kréni uzliny nebyly zvét-
Seny. Otvirani st nebylo omezeno, obé celisti bezzubé, chybéjici zuby byly nahrazeny
funkéné vyhovujicimi snimacimi nahradami. Ustni sliznice a vyvody velkych slinnych
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Zlaz byly bez patologickych zmén, saliva ¢ird, v dostate¢ném mnozstvi. Intraoralni pal-
pacni nalez byl bez pozoruhodnosti.

Na zakladé vysledkt klinického vySetfeni a MR bylo vysloveno podezieni na benigni tu-
mor levé priusni Zlazy a indikovano chirurgické odstranéni nadoru.

Obr. 2 Ohranic¢ené nadorové uzly v dolnim poélu levé priudni Zlazy (MR)

Exstirpaci tumoru jsme provedli v breznu 2004. V celkové anestezii jsme vedli kozni
rez tvaru protahlého pismene S od levého tragu smérem pod celistni thel a do sub-
mandibularniho trigona. Setrnou preparaci jsme postupné pronikli k pouzdru nadoru,
pri cemzZ jsme identifikovali a chranili n. VII. Nador byl tvofen dvéma opouzdienymi uz-
ly velikosti holubiho vejce. Jeho ventralni partie byly pevné fixovany ke strukturam po-
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Obr. 3 Operacni preparat: dva nadorové uzly s ¢asti povrchového listu gl. parotis

Obr. 4 CT vySetfeni s intravazalnim kontrastem prokézalo tumor velikosti Svestky pod pravym ce-
listnim tithlem

Obr. 5 Izolovany nadorovy uzel v dorzalnich partiich pravého submandibularniho loZe pred exstirpaci 131
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vrchového listu gl. parotis, jejiz kaudalni ¢ast bylo proto nutné odstranit spolu s tumo-
rem (obr. 3). Tkan nadoru byla kfehka, ¢ervenofialové barvy s drobnymi kavernami ve
stromatu, vyplnénymi hlenem. Po zastaveni krvaceni z drobnych cévnich zdroj v okoli
jsme do operacni rany zavedli aktivni sani a uzavreli ji suturou po vrstvach.

Pooperac¢ni prubéh byl komplikovan celistni kontrakturou, periferni parézou r. mar-
ginalis n. VII 1. sin a retenci sliny v operac¢ni rané€. Omezené otvirani ust se upravilo do
tydne, stejné jako retence sliny, kterou jsme vyreSili kompresnim obvazem a opakova-
nymi punkcemi. Funkce r. marginalis n. VII se upravila po nékolikamési¢ni ambulant-
né provadéné rehabilitaci.

Histologickym vySetfenim opera¢niho prepariatu (Ustav patologie LF UP) byly proka-
zany struktury papilarniho cystadenolymfomu s loZisky fibrézy, histiocytarni reakci
a misty opticky prazdnymi prostory po krystalech cholesterolu. Epitel byl prevazné on-
kocytarni s drobnymi uiseky pripominajicimi dlazdicobunééné metaplazie.

Desaty den po operaci byla ukonc¢ena hospitalizace, pacient propustén do ambulant-
ni péce a dispenzarizovan. Pri ambulantni kontrole za osm mésict byla zjiSténa drobna
rezistence pod pravym cCelistnim tithlem. Sonografické vySetfeni prokazalo pritomnost
ohranic¢eného hypoechogenniho, mirné nehomogenniho utvaru velikosti 18 x 15 mm.
Klinicky byl utvar pomérné obtiZzné identifikovatelny s ohledem na velky objem tukové
tkané v okoli. Vzhledem k diagnéze zakladniho onemocnéni a po dohodé€ s pacientem
jsme se rozhodli vyckat s operaci a titvar prubéZzné monitorovat v ramci dispenzarnich
kontrol provadénych ctyrikrat ro¢né. Operovana krajina byla bez znamek pritomnosti
nadorového rezidua nebo recidivy; vySe zminény ttvar na kontralateralni strané zjiste-
ny sonograficky ztistaval fadu let beze zmény.

V prubéhu roku 2011 jsme zaznamenali rast tumoru pod pravym celistnim tihlem. CT
vySetfeni s intravazalnim kontrastem prokazalo ohrani¢eny homogenni nadorovy uzel
velikosti 30 x 20 mm pod pravym celistnim thlem (obr. 4), ktery jsme v lednu 2012 chi-
rurgicky odstranili.

Obloukovitym koZnim rezem vedenym pod pravym ¢elistnim tthlem jsme pronikli pod-
kozim a tukovou tkani k pouzdru nadoru velkosti Svestky, ktery jsme bez vétSich obtizi
izolovali a veelku vybavili (obr. 5). Setfili jsme pfitom r. marginalis n. VII. Velikost nadoru
odpovidala nalezu na CT. Nadorovy uzel byl lokalizovan v dolnim pélu pravé priusni Zla-
zy. Podobné jako pfi prvni operaci byl tvoren kiehkou, ¢ervenofialovou tkani s primeési
hlenu. Peclivou palpaci okolnich mékkych tkani jsme vyloucili pfitomnost dalSich drob-
nych nadorovych uzlt. Ranu jsme uzavreli suturou po vrstvach a mezi stehy zalozili ka-
pilarni drén. Nemocny byl propustén do domaciho oSetreni ¢tvrty den po operaci. Tyden
po chirurgickém vykonu jsme odstranili stehy. Poopera¢ni prubéh i hojeni rany byly bez
komplikaci. Histologicky nalez (Ustav patologie LF UP) potvrdil diagnézu papilarniho
cystadenolymfomu.

DISKUSE

Papilarni cystadenolymfom byl poprvé popsan Hildebrandem v roce 1895 [8], o n€co
pozdé&ji, v roce 1929, také americkym patologem Alfredem Warthinem [7]. Z patofyziolo-
gického hlediska patfi mezi benigni tumory slinnych Zlaz. Jeho vyskyt je spiSe vzacnéj-
81 (asi 5-10 % z celkového poc¢tu tumorti parotis). Z moZnych provokujicich faktorti se
uvazuje o vlivu koureni — u kuraku je incidence az osmkrat vyssi. V poslednich letech se
incidence téchto nadort zvySuje. Nador byva ¢astéji diagnostikovan u muzt v 6. nebo 7.
deceniu; ve 2-6 % pripadt muZe jit o bilateralni lokalizaci. Vzacnéjsi je multifokalni vy-
skyt nadorovych uzla v jediné priusni Zlaze. Predilekéni lokalizaci tumoru je oblast dol-
niho pélu priusni zlazy, kde se klinicky jevi jako ohrani¢eny nebolestivy lalo¢naty uzel
mékké konzistence, pohyblivy proti okoli. Makroskopicky jde o dobre opouzdreny utvar
cervenofialové barvy, s obsahem hlenu ve stromatu.

V lokalitach mimo priusni Zlazu je nador extrémné vzacny. Parraga-Linares a spol.
[15] a Becelli a spol. [2] referovali o klinické manifestaci cystadenolymfomu v drobnych
slinnych Zlazkach v oblasti tvrdého patra. Podobné Rydzewski a spol. [18] popsali kli-
nickou manifestaci Warthinova tumoru v oblasti nazofaryngu. Na moZnost vyskytu tu-

moru v submandibularnich miznich uzlinach upozornili Cawson a spol. [5]. Tento na-
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zor podporuje hypotézu, podle niZ muZe tento nador vzniknout také mimo tkan slinné
Zlazy — v lymfatické uzliné. V souvislosti s Warthinovym tumorem byva zminovan ,pa-
pillary cystadenoma syndrome” [1, 8] — vzacné onemocnéni popsané poprvé v roce 1970
jako akutni zanétlivy infiltrat v bezprostfednim okoli papilarniho cystadenolymfomu.
Onemocnéni na sebe upozorni nahle vzniklym bolestivym zdurenim v parotické oblasti
[1]. Meikle a Yarington [14] pozorovali koincidenci Warthinova tumoru, pleomorfniho
adenomu parotis a metastazujiciho karcinomu piriformniho recesu. Bilateralni vyskyt
papilarniho cystadenolymfomu popsali Matsuo [13] a Bond a spol. [3]. Na vzacnou moz-
nost maligni transformace papilarniho cystadenolymfomu upozornili napt. Caldwell
a spol. [4].

Pro predoperacni diagnostiku ma vyznam sonografické vySetfeni, CT s intravazal-
nim kontrastem nebo magnetickd rezonance. Scintigrafie s pouZitim izotopu Te%° se
vyuZiva méné casto [9]. Indikaci a vyznamem sonografické diagnostiky se podrobnéji
zabyvali Kim a spol. [10]. Retrospektivni studie byla zamérena na UZ vySetfeni 19 pa-
cienttl s nasledné histologicky potvrzenym papilarnim cystadenolymfomem. Ve vSech
pripadech Slo o hypoechogenni struktury ovoidniho tvaru, dobfe ohranic¢ené proti
okolnim tkanim, s mnohocetnymi nepravidelnymi anechogennimi zénami v centru.
Tumory o priméru vétsim neZ pét cm obsahovaly drobné cystické 1éze. Raymond
a spol. [16] poukazali na tskali punkéni biopsie v ramci predoperac¢ni diagnostiky
Warthinova tumoru. U ¢tyf ze 33 pacienti neodpovidal vysledek cytologické punkce
klinické diagnéze (neslo o papilarni cystadenolymfom, ale o acinocelularni karcinom,
resp. pleomorfni adenom). Mandel a Tomkoria [11] upozornili na tskali diferencialni
diagnostiky mezi papilarnim cystadenolymfomem a lymfoepitelidlni cystou s vazbou
na infekei HIV.

Terapie Warthinova tumoru je chirurgicka. Operacni vykon spociva zpravidla v prosté
enukleaci nadorového uzlu. V pripad€ multifokalnich 1ézi byva nékdy doporucovan ra-
dikalné&jsi postup (parcialni resekce zevniho laloku gl. parotis). Pravdépodobnost poope-
racnich recidiv je odhadovana priblizné€ na 10 %. V téchto pripadech jde vSak spiSe o kli-
nickou manifestaci mikroskopickych multifokalnich primarnich 1ézi neZz o recidivy.
Maligni zvrat tumoru je velmi vzacny [6, 12]. VEtSinou nasleduje po radioterapii apliko-
vané na oblast priusni Zlazy v jiné indikaci. V pripadé€ maligniho zvratu jde nejcasté&ji
o spinaliom, adenokarcinom nebo mukoepidermoidni karcinom. Lymfoidni struktury
tumoru se mohou transformovat v maligni lymfom.

ZAVER

Warthintiv tumor patfi mezi benigni tumory slinnych Zlaz s pomérné vzacnym vysky-
tem. Predilekéni lokalizaci klinické manifestace je dolni pél priusni slinné Zlazy. Rust
nadoru je pomaly a zprvu zcela asymptomaticky, pravdépodobnost maligniho zvratu je
velmi mala. Raciondalni 1é¢ba spociva vétSinou v prosté enukleaci tumoru; je vSak tfeba
mit na paméti moZnost jeho bilateralni nebo multifokalni lokalizace.
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