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RESUMEN

El carcinoma diferenciado de tiroides en quiste tirogloso (CaQT) es una rara entidad. En diferentes series de
pacientes operados por quistes tiroglosos su incidencia fue del 0.7 al 1.07%. Luego de la extirpacion del quiste
por el procedimiento de Sistrunk, no hay consenso sobre la indicacién de tiroidectomia total, radioablacién
y/o terapéutica supresiva con levotiroxina.

El objetivo del Departamento de tiroides de SAEM, fue evaluar: formas de presentacién, evolucién clinica,
métodos diagnésticos de utilidad y tratamiento para consensuar futuras conductas.

Material y Métodos: Estudio multicéntrico, retrospectivo en 22 pacientes entre 10 a 69 afnos, 15 mujeres
y 7 varones. _

Resultados: El tamano de los quistes oscilé entre 1 y 8 cm (Mediana= 3.0 cm, X + DS= 3.7 + 2.2 cm). La
mitad de los pacientes presenté crecimiento del quiste en los 6 meses previos a la cirugia. La puncion resulté
sospechosa en 2/5 quistes y positiva en uno. La ecografia tiroidea evidencié nédulos en 4/13 casos (30%). Se
realizé tiroidectomia en 17/22 pacientes (total: 15 y subtotal: 2). La histologia del CaQT demostr6 carcinoma
papilar en 21 y carcinoma folicular en uno. Hubo coexistencia de cancer intratiroideo en el 23.5% de los casos,
ninguno multicéntrico. Dos pacientes presentaron metéstasis ganglionares y otro tuvo compromiso muscular
(ninguno de ellos coexistié con cdncer intratiroideo). Se radioablacioné a 13 pacientes. En 9/11 pacientes la
tiroglobulina permanecié indetectable durante el seguimiento (1 a 14 afnos).

Conclusiones: 1) Realizar ecografia de cuello y puncién ecoguiada a todo paciente con quiste tirogloso. 2)
En caso de CaQT combinar simultdneamente tiroidectomia total y procedimiento de Sistrunk. 3) Evaluar
radioablacion complementaria y tratamiento supresivo con levotiroxina en cada caso. 4) Efectuar el segui-
miento tal como en los carcinomas ortotépicos. Rev Argent Endocrinol Metab 47: 18-24, 2010

Los autores declaran no poseer conflictos de interés.
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ABSTRACT

Differentiated thyroid carcinoma (DTC) in thyroglosal duct cyst (TGDC) is rare, ranging from 0.7 to 1.07%
in different series. After the surgery of choice (Sistrunk procedure) the other alternative treatments such as
thyroidectomy (Tx), radioiodine and L-T4 therapy are controversial. OBJECTIVE: to evaluate several and
controversial aspects in the largest series of DTC in TGDC reported in the literature.

Subjects and methods: retrospective multicentric study: n= 22, aged 10-69 yrs. (15 females and 7 men)
who underwent the Sistrunk procedure for TGDC. _

Results: none of the TGDC was less than 1 ¢cm (median 3.0 cm, X+SD= 3.7 + 2.2cm). In half of them
there was an increased cystic size in the last 6 months before surgery. Cyst FNA was suspicious in 2/5 and
positive in one, whereas the histological diagnosis of the operated TGCD was papillary cancer in 21 and 1
follicular carcinoma. Thyroid ultrasound (US) (n=13) showed nodules in 30% of the cases. Tx was performed
in 17/22 (total: 15, subtotal: 2). Thyroid DTC coexisted in 4/17 (23.5%), and was unilateral in all of them.
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Lymph node metastases were present in 2 adults and muscle involvement was found in the 10-year old girl.
None of these 3 patients had overt thyroid lesions. 131-I therapy was performed in 10 patients. In 9 out of
11 subjects Tg remained undetectable during follow-up (1-14yrs.). Persistent high Tg was present in one

case without thyroid DTC.

Conclusions: 1) Ultrasonography and FNAB should be performed to every patient with thyroglossal duct
cyst 2) In case of TGDC, total Tx and Sistrunk’s procedure should be simultaneously combined 3) 131-I
therapy and L-T4 suppressive treatment should be evaluated in every case 4) Follow-up as in the DTC. Rev

Argent Endocrinol Metab 47: 18-24, 2010
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INTRODUCCION

La tiroides se desarrolla al final de la tercera se-
mana de vida intrauterina como una proliferacién
de células endodérmicas en el piso de la faringe
(Foramen Caecum). Dicho esbozo (tubérculo im-
par), desciende en forma medial como un primor-
dio bilobulado hasta la altura del 22 al 3er anillo
traqueal dando origen a las células foliculares que
conformaran la glandula tiroides. En cambio, las
células C tienen un origen embriolégico diferente
en la cresta neural, 42 arco branquial) (Figura 1).

En su descenso este tubérculo impar, permanece
unido al Foramen Caecum a través del conducto
tirogloso que en su trayecto envuelve al hueso
hioides.

El conducto tirogloso desaparece entre la 82 a
102 semana de vida embrionaria®?. En series de
autopsias se ha demostrado la persistencia del con-

Figura 1. Origen embriolégico de la tiroides

ducto tirogloso en el 7% de la poblacién normal®.
La ausencia de obliteraciéon del mismo luego del
nacimiento puede dar origen a quistes ubicados
a lo largo de su trayecto, entre el vértice de la V
lingual y la ubicacién definitiva de la glandula
tiroides (Figura 1).

El quiste del conducto tirogloso constituye la
anomalia cervical congénita mas frecuente (2-3 veces
mayor que las anormalidades de los arcos branquia-
les). El 70% se diagnostica en la infancia®®. La
presencia de tejido tiroideo intraquistico se estima
entre el 5y el 62%, siendo el hallazgo de carcinoma
poco frecuente®. Desde 1911 hasta la actualidad
se han comunicado alrededor de 280 casos en la
literatura mundial.

Laverdadera prevalencia de carcinoma diferen-
ciado de tiroides en quistes tiroglosos [CaQT] es
desconocida dado que las estimaciones se efectua-
ron en series de pacientes operados (entre el 0.7
al 1.07%)”, pero en la mayoria no esta aclarada si
la cirugia fue la conducta sistematica en todos los
quistes diagnosticados.

Se observa mas a menudo en mujeres entre
los 20 a 50 anos®. Los tipos histolgicos maés fre-
cuentes son Carcinomas: papilar (85%), de células
escamosas (6%), folicular (3%), y el 6% restante
corresponde a Carcinoma anaplésico, epidermoide
y de células de Hiirthle. No se han descripto car-
cinomas medulares™1?.

El tratamiento de eleccién del quiste tirogloso
(QT) es su extirpacién con la técnica de Sistrunk,
con este procedimiento la tasa de recurrencia es
menor al 4%®.

En caso de presencia de carcinoma no existe
consenso respecto de la necesidad de tiroidectomia,
radioablacion y/o tratamiento con levotiroxina.

Dada su baja frecuencia nos propusimos (en el
departamento de Tiroides de SAEM), recopilar
y analizar estos casos, conformandose asi una
serie local que es una de las més numerosas de la
literatura.
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OBJETIVOS

Evaluar en pacientes con CaQT:

- Forma de presentacién

- Utilidad de los métodos diagnosticos emplea-
dos

- Frecuencia de tipos histolégicos de cancer

- Frecuencia de coexistencia con carcinoma in-
tratiroideo

- Tipo de tratamiento efectuado y evolucién de
los pacientes a los fines de consensuar futuras
conductas en base a los datos recopilados.

MATERIAL Y METODOS

Se analizaron retrospectivamente las historias clini-
cas de 22 pacientes con CaQT. Los pacientes fueron
recopilados por los miembros del Departamento de
Tiroides de la SAEM y otros profesionales convoca-
dos a través de la pagina web www.saem.org.ar. Seis
de los casos fueron previamente publicados® 12"

Se incluyeron 15 mujeres y 7 hombres de 10 a
69 anos de edad (X + DS= 37.5 + 15.7 anos, 21
de ellos, adultos). Para evaluar su distribucién por
sexo y grupo etario se dividié a los pacientes en
mayores y menores de 40 anos.

Todos fueron intervenidos quirargicamente con
la técnica de Sistrunk, que consiste en la extirpa-
cién del quiste, de la parte media del hueso hioides
y del trayecto del conducto tirogloso si estuviera
presente, hasta la base de la lengua.

Se analizaron los datos clinicos, bioquimicos, de
imagenes y estudios citolégicos asi como también
tipo de cirugia tiroidea cuando la misma fue rea-
lizada, anatomia patoldgica, otros tratamientos y
evolucion de los pacientes. B

Los datos se expresaron como X + DS, Mediana,
rango y porcentajes.

RESULTADOS

La relacion Mujer / Varén fue 2/1. Cinco de 15
mujeres y 5 de 7 varones eran mayores de 40 anos
al momento del diagnéstico.

En 2 pacientes el carcinoma fue diagnosticado
en la recidiva posquirtrgica de quistes operados
1y 3 anos antes.

El tiempo de evolucién previo al diagndstico
se pudo establecer en la mitad de los pacientes y
oscilé entre pocas semanas y 48 meses (Mediana=
5.5 meses). Cabe destacarse que s6lo en dos esta
evolucién fue muy aguda.
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No se registraron antecedentes de radioterapia
en ninguno de los pacientes. Las caracteristicas
clinicas del CaQT se describen en la Tabla I.

El tamano de los quistes oscilé entre 1 y 8 cm
(Mediana: 3.0 cm, X + DS= 3.7 + 2.2 ¢cm). Ninguno
fue menor de 1 cm.

La fijaciéon a planos profundos fue descripta
sé6lo en un paciente quien presentaba un quiste
recidivado de 7 cm.

De 18 pacientes en quienes constaba la palpa-
cion cervical, en 2 se detectaron nédulos tiroideos
y en un tercero una adenopatia. Los primeros co-
rrespondieron a carcinoma en uno de los casos y a
tiroiditis de Hashimoto en el otro y la adenopatia
fue inespecifica.

Los datos ecograficos de los CaQT son referidos
en la Tabla II.

S6lo en cinco pacientes se realizé puncién aspi-
racion con aguja fina del quiste (PAF). La citologia
resulté benigna en 2 casos, sospechosa en otros 2
y maligna en uno.

TABLA I: caracteristicas clinicas del CAQT

CaQT: Caracteristicas clinicas %

Tamano (cm)

n=11* >4 27
1-4 73
<1 0

Crecimiento en ultimos 6 meses

n= 15* n:8 53

Dolor

n=17* n:3 18

Funcidn tiroidea

n= 14* Eutiroideos n:12 86

Hipotiroideos n:1 7
Hipertiroideos n:1 7

* Casos en que consta el dato

TABLA II: datos ecogréficos del CAQT

Datos ecograficos %

Quiste tirogloso

n=11 Simples n:7 64
Mixtos n:4 36

Tiroides
n=13 Normal n:9 70
Ndédulos unicos n:2 15
Noédulos multiples n:2 15
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Los motivos de indicacién de la cirugia del quiste
tirogloso fueron: el resultado de la puncién en 3
pacientes, recidiva de quiste en 2, crecimiento en
6, decision del paciente en 2 y desconocida en 9.

Elresultado anitomo-patolégico de los quistes
fue: carcinoma papilar en el 95.5% de los casos,
variante clasica en 19 (86.4%); variante folicular en
uno (4.5%) y variante a células altas en uno (45%).
Hubo un carcinoma folicular (4.5%).

En dos casos se hall6 compromiso extratiroideo
e invasion vascular. En una de ellos y otro adicio-
nal, adenopatias metastasicas.

La indicacién de tiroidectomia se basé en la
presencia de nédulos en la ecografia, sospecha de
carcinoma tiroideo concomitante o paralograr un
mejor seguimiento posquirargico del CaQT. No se
realiz6 PAF tiroidea en ningin paciente.

Se efectud tiroidectomia en 17/22 pacientes.
En todos los casos fue practicada en un segundo
tiempo.

En 4/17 (23.5%) se hall6 carcinoma tiroideo.
Ninguno fue multicéntrico. Los resultados de la
metodologia diagnéstica empleada en estos cuatro
pacientes se describen en la Tabla III.

En uno de estos pacientes, el carcinoma fue un
hallazgo anatomo-patolégico.

El tiempo de seguimiento fue de 1 a 14 afios (Me-
diana: 36 meses, X + DS= 49.4+/-43.5 meses).

Dos de cinco pacientes no tiroidectomizados
habian presentado invasién vascular e infiltracién
muscular en el estudio anatomo-patolégico del
quiste. A los 18 meses y 3 afnos de seguimiento
permanecen libres de enfermedad.

Se detectaron metéstasis ganglionares en 2
pacientes (un varén y una mujer), de los cuales
uno fue tiroidectomizado sin hallarse carcinoma
intratiroideo y su tiroglobulina es menor a 0.1
ng/ml luego de 14 anos de evolucién. La otra pa-
ciente, fue la reintervenida por un quiste tirogloso
recidivado de 7 cm con fijacién a planos profundos
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y adenopatia, no fue tiroidectomizada y 18 meses
después esta clinicamente libre de enfermedad
aunque se carece de datos de tiroglobulina.

Entre 1 a 14 anos de seguimiento la tiroglobuli-
na permanecié indetectable en 9/11 pacientes.

En una paciente la tiroglobulina tiroestimulada
permanece alta aunque con valores en descenso
de 47 a 7 ng/ml y con barridos negativos, a pesar
de haber sido tirodectomizada (sin hallazgo de
carcinoma intratiroideo) y radioablacionada. En
la otra, la tiroglobulina tiroestimulada es de 10
ng/ml con BCT con 1131 positivo en lecho al ano
de seguimiento.

Trece de los 17 pacientes tiroidectomizados
fueron también radioablacionados. Un paciente
con MIBI positivo en regién lateral del cuello ne-
gativiz6 la tiroglobulina durante el tercer ano de
seguimiento. Los barridos corporales de control
fueron negativos en los restantes 7/9 pacientes
evaluados

Ningiin paciente tuvo metastasis a distancia y
no hubo muertes por esta causa.

DISCUSION

Eldesarrollo de CaQT es muy infrecuente, alre-
dedor de 1%% ¥, Del total de los CaQT el 94% se
presenta en adultos* 1419 sin embargo esta apre-
ciacién podria estar sesgada por el hecho de que en
los ninos la cirugia de todos los quistes tiroglosos
es aun una conducta generalizada, en cambio en
el adulto la exéresis quirargica sistemética no es
universalmente practicada y su prevalencia podria
estar subestimada

El escaso numero de pacientes con CaQT difi-
culta el arribo a conclusiones que permitan con-
sensuar una conducta diagnéstica y terapéutica
apropiada. S6lo 4 reportes con mas de 10 casos
han sido publicados en los tltimos 15 anos (el mas
numeroso de ellos con 18 casos)™ 7. A diferencia

TABLA lllI: resultados de la metodologia diagnéstica empleada en los pacientes
portadores de cancer intratiroideo

Casos Palpacion Ecografia Centellograma
1 Normal + (uninodular) + (nddulo frio)
2 Normal No se realizé Normal

3 Normal al diagnéstico + (multinodular) No se realizé

Nédulo al afio de Sistrunk
4 Normal

Normal Normal
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de la serie de la Mayo Clinic y en coincidencia
con el resto de la literatura hallamos duplicada
la prevalencia de esta patologia en las mujeres,
semejante a lo referido en el carcinoma papilar
de tiroides."®

En relacion a la edad de los pacientes al momen-
to del diagnoéstico también fue similar a la hallada
en otras series™ %17, sin embargo observamos que
el 71.4% de los varones eran mayores de 40 anos
versus sélo un tercio de las mujeres. La consulta
a edades mas tardias en los varones y el hecho de
duplicar la frecuencia de compromiso ganglionar
(V=14.2% vs M=6.6%) pareciera no verse reflejado
negativamente en el curso de la enfermedad.

No hallamos factores predisponentes para el
desarrollo de CaQT.

Est4 referido que no hay diferencias en las for-
mas de presentaciéon clinica®™ entre QT benignos
y malignos, sin embargo nosotros observamos
crecimiento persistente y en ausencia de flogosis
en los Gltimos 6 meses en mas de la mitad de los
casos. También Doshi y col. reportaron este creci-
miento en el 35.7% de sus casos” y en la serie del
Anderson® se lo describe como uno de los sintomas
mas frecuentemente observados (70%).

Nos parece digno de ser destacado que el patrén
ecografico quistico puro, presente en un tercio de
los casos, no descart6 la presencia de céncer.

Existen controversias acerca de la utilidad diag-
nostica de la PAF debido a su menor sensibilidad
en esta patologia y si es costo efectiva dada la baja
prevalencia de CaQT, sobretodo en edades pedia-
tricas. Sin embargo, en nuestro grupo de pacientes
punzados la PAF orient6 la conducta quirtargica en
el 60% de ellos. Las publicaciones donde constan
datos de PAF en CaQT son muy escasas y con un
numero pequeno de pacientes punzados. La utili-
dad de la PAF oscil6 entre un 53% y un 100% segtin
los distintos autores® 1¢:1%.19.20 K] aporte de la PAF
ecoguiada podria contribuir a aumentar la sensibi-
lidad de este método, a través de dirigir la misma
hacia las masas vegetantes intraquisticas.

Se sospech6 malignidad de tiroides por la pre-
sencia de nédulos con la ecografia (66% de los casos
en que constaba el dato) como asi también con el
centellograma (33%) y la palpacién (25%).

Existen dos teorias acerca de la patogénesis
del CaQT
1) Es una metdstasis de un carcinoma tiroideo

oculto (Judd)®
2) Su origen es “de novo”??

En nuestra opinién existen varias evidencias a

favor del origen “de novo”:
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a) Hay CaQT con examen histolégico tiroideo
normal

b) Por otra parte, el hecho de que en la mitad de
nuestros pacientes, los exdmenes complemen-
tarios alertaran sobre la presencia de nédulos
que luego resultaron ser cancer se opone al
argumento acerca de que los canceres hallados
en la tiroides podrian ser carcinomas ocultos

¢) En la mayoria de los casos no se hallan restos
del conducto tirogloso entre la tiroides y el
quiste™!V

d) Recientemente se han publicado trabajos que
demuestran un origen clonal independiente
atn entre los distintos focos tumorales en el
carcinoma papilar tiroideo multicéntrico®®

e) Es de destacar la ausencia de metastasis en
otras areas cervicales y la baja prevalencia de
metastasis ganglionares (7.7-25% en la litera-
turay 9% en esta serie)™10.13,16.17.24 o relacién

a la hallada en el carcinoma papilar primario

de tiroides que compromete a los ganglios cer-

vicales en el 20-50% de los pacientes utilizando
técnicas patolégicas estandar, ain en tumores
pequenos e intratiroideos!'® 2?9, Este porcentaje
se eleva al 64% dependiendo de la metodologia
de deteccion® 3V

f) No hay reportes de carcinoma medular en QT

En cuanto al tratamiento, existe consenso ge-
neralizado en que la cirugia de eleccién del CaQT
debe ser el procedimiento de Sistrunk®” %39, No
hay consenso, sin embargo, en cuanto a la realiza-
cién de la tiroidectomia y/o radioablacion.

La tiroidectomia total simultanea con la cirugia
de Sistrunk permitiria el abordaje quirargico en
un solo tiempo minimizando costos y morbili-
dad™v.

A favor de la tiroidectomia esté el hecho de que
el 85% de los CaQT son carcinomas papilares,
tipo histolégico con alta prevalencia de multi-
centricidad en la tiroides y aunque ninguno de
nuestros pacientes la presentd, si fue observada
por otros autores® 1% 17, Teniendo en cuenta que
aln enviamos a cirugia a pacientes con citologia
de proliferacién folicular por la posibilidad de
hallar carcinoma en no mas del 20% de los casos,
parece adecuado implementar la tiroidectomia
ante el hallazgo de CaQT cuando en nuestra serie
detectamos carcinoma intratiroideo en el 23.5%,
maxime que este porcentaje es el mas bajo de los
descriptos en la literatura (Tabla IV).

Tres de cuatro cénceres intratiroideos fueron
menores a 1 cm (el restante de 1.5 cm) y si bien el
microcarcinoma tiroideo suele tener una evolucion
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TABLA IV: CaQT: datos de las series con mayor numero de casos
CaQT: series con mayor nimero de casos
Miccoli P© Doshi SV(© Heshmati HM™  Fernandez JF®  Luna-Ortiz K% Presente
serie

n (M/V) 18 (3.5) 14 (1.3) 12 (1) 10 (9) 5 (1.5) 22 (2.1)
Edad 0X [21-67] 39.3 40 38.4 49.4 37.5
PAF+/n PAF 10/10 3/5 11 - 2/3 3/5
Sistrunk/Tx 18/18 12/10 12/9 10/5 5/4 22117
Ca tir (%) 33.3 50 33.3 40 25 23.5
Multic/n Ca tir 3/6 1/5 ¢/3 0/2 11 0/4
ADP +(%) 3 (16) 3 (21) 3 (25) 2 (20) 1 (20) 2(9)
RAI 18 10 3 5 4 13
Seguim (m) 2-278 1-208 24-456 6-300 24-180 12-168
Evolucion y MTS 2 ADP 2ADP
1Pulmén - - 1Pulmén (1) 1 BCT+ Tg+
1 BCT- Tg+
1 MIBI+

favorable esta descripta una alta prevalencia de
metastasis ganglionares (16-64%)25-25 3031, 34,

A pesar de la aparente buena evolucién del
CaQT y dado que es una patologia poco frecuen-
te, es dificil asumir una conducta frente al 1131.
Si lo extrapolamos a los carcinomas ortotépicos
de bajo grado, con los que si hay mucha mayor
experiencia, la misma ha demostrado una menor
tasa de recurrencias en los pacientes que han sido
radioablacionados®?.

Quizés, el argumento principal sea que tanto
la tiroidectomia como la radioablacién posterior
optimizan el seguimiento de estos pacientes permi-
tiendo la evaluacion con tiroglobulina sérica como
marcador tumoral y el uso del radioiodo con fines
diagnosticos y eventualmente terapéuticos.

El hallazgo en algunos de nuestros pacientes
de barridos corporales positivos y tiroglobulina
elevada durante los controles posteriores a la
tiroidectomia y radioablacién inducen a adoptar
esta conducta, sin embargo en la literatura no hay
evidencias que demuestren un pronostico mas fa-
vorable en relacion a los casos donde se efectud sélo
el procedimiento de Sistrunk (95% de evolucién
favorable)”%®. En los CaQT papilares la sobrevida
alargo plazo pareciera ser excelente independien-
temente de la conducta adoptada™.

Basados en nuestra experiencia y la revision de
la literatura (Tabla IV), sugerimos:

1) Realizar ecografia de cuello y PAF ecoguiada en
todo paciente con un quiste tirogloso.
2) En caso de CaQT combinar el procedimiento

de Sistrunk y tiroidectomia total en un mismo
acto quirdrgico con vaciamiento ganglionar en
caso de hallarse ganglios comprometidos.

3) Evaluar radioablacién complementaria de la
tiroidectomia en cada caso.

4) Indicar tratamiento supresivo de TSH con le-
votiroxina (adaptado a cada caso) hasta demos-
trarse ausencia de enfermedad persistente

5) Efectuar el seguimiento con determinaciones de
tiroglobulina y anticuerpos antitiroglobulina,
ecografia de cuello y barridos corporales totales
con 131, (adaptado a cada caso) tal como en
carcinomas ortotépicos).
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