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Streszczenie

Rak gruczotowo-torbielowaty (adenoid cystic carcinoma — ACC) jest rzadkim nowotwo-
rem gtowy i szyi. W obrebie duzych slinianek wystepuje z czgstoscig ok. 5%. Cechuje si¢ m.in.
powolnym wzrostem z tendencjq do rozrostu wzdtuz nerwow obwodowych, co jest przyczyng
trudnosci w przeprowadzeniu radykalnej resekcji, niemniej jednak w terapii ACC leczenie
chirurgiczne jest postepowaniem z wyboru. W pracy przedstawiono przypadek pacjentki wie-
lokrotnie operowanej z powodu wznow ACC, u ktorej wystgpita kolejna wznowa. Przedsta-
wiono charakterystyke ACC oraz sposob postgpowania diagnostycznego i terapeutycznego.

Stowa kluczowe: rak gruczotowo-torbielowaty, ACC, slinianka podzuchwowa, wielokrot-
na wznowa.

Abstract

Adenoid cystic carcinoma is a rare cancer of the head and neck. Incidence within the
large salivary glands is about 5%. ACC is characterized by slow growth with a tendency to
proliferation along the peripheral nerves, causing difficulties in radical resection, but treat-
ment procedures mainly involve extensive surgery. The presented case concerns a patient
with recurrence of ACC who had multiple operations because of cancer recurrence in the
past. The authors discuss the characteristics of the ACC and the method of diagnosis and

therapy.
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(Postepy w Chirurgii Gtowy i Szyi 2013; 2: 31-35)

Wstep

Rak gruczotowo-torbielowaty (adenoid cystic car-
cinoma — ACC) zostal opisany pierwszy raz w 1853 r.
przez Lorain i Laboullene. Z 1859 r. pochodzi pierw-
sza nazwa tego nowotworu cylindroma — uzyta przez
Billrotha. Dopiero w 1930 r. Spies zastosowal nazwe,
ktéra postugujemy si¢ do dzis — rak gruczotowo-torbie-
lowaty. Pierwotnie nowotwor ten uznawano za ztosliwy
wariant guza mieszanego. W 1943 r. Dockerty i Mayo
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wykazali niezalezne pochodzenie tego nowotworu
[1, 2]. Rak gruczotowo-torbielowaty jest rzadkim no-
wotworem zlosliwym glowy i szyi (< 1%), ktéry moze
zajmowac mate i duze gruczoty slinowe [3]. Niemniej
jednak zdecydowanie wigksze powinowactwo wykazuje
do matych gruczotéw slinowych (> 25%) w poréwnaniu
z duzymi sliniankami (ok. 5%). Slinianka podzuchwowa
jest bardzo rzadkim miejscem rozwoju tego nowotworu
[4]. Kliniczne cechy tego nowotworu sg wobec siebie
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paradoksalne: po pierwsze, poczatkowy wzrost guza jest
powolny — ostatecznie guz ma tendencj¢ do agresywne-
g0 rozrostu miejscowego; po drugie, interwencja chirur-
giczna jest z reguly osiggalna, ale wznowa miejscowa
jest bardzo czesto obserwowana; po trzecie, przerzuty
w weztach chtonnych sg rzadko obserwowane, ale prze-
rzuty odlegte — do ptuc i kosci sg czgste; po czwarte,
wskaznik przezywalnosci 5-letnich jest optymistycznie
wysoki (70%), ale przezycia 10-20-letnie sg niepropor-
cjonalnie mniejsze (30%) [3, 5]. Szczegblng cechg tego
nowotworu jest zdolnosé do rozrostu wzdtuz nerwéw
obwodowych. Z tego powodu niezwykle trudna jest
operacja radykalna i ten fakt jest takze jedng z glow-
nych przyczyn przypadkéw czestej nawrotowosci [6].
Rak gruczolowo-torbielowaty jest z reguty nowotworem
wysoko dojrzatym, charakteryzuje si¢ komoérkowaq i hi-
stologiczng heterogenicznoscig. Wystgpuje w nastgpujg-
cych podtypach: typ sitowaty (cribriform type), typ lity
(solid type) i typ cewkowaty (tubular type) [7]. Stopien
zréznicowania guza jest oceniany w 3-stopniowej skali
Szanto [3] w zaleznosci od proporcji litej czesci guza do
gruczotowej: I stopieri — utkanie catkowicie gruczotowe,
II stopiert — do 30% statych struktur, III stopiefi— powy-
zej 30% tkanki guza ma lite utkanie. Przewaga utkania
litego jest jednoznacznym czynnikiem zwickszajacym
ryzyko wystapienia nawrotéw lub przerzutéw. Nowo-
twor ten jest takze nisko promienioczuty, dawki pro-
mieniowania konieczne do uzyskania lokalnej kontroli
i zwigkszajace dlugos¢ przezycia mieszczg si¢ miedzy
45 Gy a powyzej 60 Gy [1]. Leczenie chirurgiczne jest
postgpowaniem z wyboru [8]. Podstawowym zadaniem
resekcji jest uzyskanie wolnych margineséw operacyj-
nych. W przypadku braku radykalnosci zabiegu chirur-
gicznego opisywane sg techniki napromieniania istot-
nie zwigkszajgce dtugosé przezy¢ [9, 10]. Wystapienie
wznowy charakteryzuje si¢ bardzo dlugim czasem laten-
cji —do 10 lat [11], niemniej obserwuje si¢ tez wigksza
dynamike nawrotéw [12].

AT

Opis przypadkv

Kobieta, lat 61, zostata skierowana do Kliniki Otola-
ryngologii i Onkologii Laryngologicznej Uniwersytetu
Medycznego w Poznaniu w styczniu 2014 r. z Woje-
wodzkiego Centrum Onkologii w Gdansku z powodu
kolejnej wznowy raka gruczotowo-torbielowatego sli-
nianki podzuchwowej prawej (ryc. 1. A-B). Wznowa
raka zostala wykryta w kontrolnym badaniu rezonansu
magnetycznego (RM) w kwietniu 2013 r. Pierwsza re-
sekcje¢ u chorej przeprowadzono w maju 2007 r. i obej-
mowata ona $linianke podzuchwowg prawg. Wynik
badania histopatologicznego materiatu pooperacyjnego:
carcinoma adenoides cysticum, gladulae salivans infil-
trans, marginesy wolne. Po 2 miesigcach, w sierpniu
2007 r., pacjentka przeszta kolejny zabieg — selektyw-
ng operacje weziow na szyi po stronie prawej (poziom
IL, IV, V), uzupelniong teleradioterapia w paZdzierni-
ku 2007 r. (dawka 60 Gy). Od tego czasu kobieta byta
operowana jeszcze 7-krotnie z powodu nawrotéw cho-
roby (w lipcu 2009, sierpniu 2010, marcu 2011, kwiet-
niu 2011, czerwcu 2011, pazdzierniku 2012, kwietniu
2013 r.) oraz przebyta dodatkowy kurs teleradiotera-
pii w pazdzierniku 2013 r. U chorej obserwowano od
2012 r., jako powiktanie zabiegéw, porazenie migsni
unerwionych przez brzezng gatazke nerwu VII. Mimo
powyzszych dziatait w kolejnym badaniu kontrolnym
uwidoczniono w RM nowe patologiczne struktury, od-
powiadajace kolejnej wznowie. W listopadzie 2013 r.
chora byta konsultowana w jednym z osrodkéw onko-
logicznych, ktéry wykluczyt ja z kolejnego kursu radio-
terapii z powodu duzego ryzyka wystagpienia martwicy
popromiennej zuchwy i skéry — pacjentke zdyskwa-
lifikowano takze z leczenia chirurgicznego. W maju
2011 r. chora przebyta lewostronng mastektomie i kurs
chemioterapii z powodu raka piersi. Po zapoznaniu si¢
z peing dokumentacja i aktualnymi wynikami badan
chorej zaproponowano zabieg chirurgiczny polega-
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Rycina 1. Pacjentka przed operacjq — widoczne znieksztatcenie skory i tkanek migkkich okolicy podiuchwowej prawej powstale w wyniku wezesniejszych

wielokrotnych interwencji
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jacy na rozlegtej resekcji patologicznie zmienionych
tkanek gtowy i szyi oraz wykonaniu rekonstrukcji
7 uzyciem przeszczepu skérno-migsniowego z szypula
naczyniowg z uda pacjentki. W kontrolnej tomografii
komputerowej (TK) (ryc. 2.), wykonanej dobg¢ przed
zabiegiem, uwidoczniono nieregularne masy w kacie
zuchwy po stronie prawej oraz na wysokosci kosci
gnykowej po stronie prawej o wymiarach odpowiednio
7 mm x 12 mm oraz 14 mm x 12 mm. Zmiana znajdu-
jaca sie na wysokosci kosci gnykowej siggata do dna
jamy ustnej. Uwidoczniono takze przerzutowy wezet
chlonny na poziomie wyrostkéw zg¢bodotowych kosci
szczekowej prawej. W badaniu pozytonowej emisyjnej
tomografii komputerowej (PET-TK) wykonanym u pa-
cjentki w grudniu 2013 r. radiolog opisal pobudzone
metabolicznie ogniska — jako prawdopodobne ogniska
procesu rozrostowego — w tkance policzka prawego,
w wardze dolnej oraz bocznie od kosci gnykowej po
stronie prawej. Oprocz tego zobrazowano takze w PET-
-TK dwa ogniska w ptucach, ale ze wzglgdu na zbyt
maty ich rozmiar (5 mm x 4 mm oraz 3 mm x 3 mm) nie
byto mozliwosci wiarygodnej oceny pobudzenia meta-
bolicznego. Operacj¢ rozpoczeto z cigcia skérnego na
szyi w bliZnie pooperacyjnej (ryc. 3.) i wykonano rozle-
gl resekcje blokowg obejmujaca: patologicznie poradia-
cyjnie zmieniong skére, tkanke podskérna, konglomerat
patologicznie zmienionych tkanek miekkich z szerokim
marginesem. Po odstonigciu bliznowato zmienione;j §li-
nianki przyusznej prawej zresekowano dolng czgs¢ pta-
ta powierzchownego i glebokiego i uwidoczniono nerw
twarzowy. Resekcji podlegata réwniez slinianka pod-
zuchwowa lewa. Obrzezono i zeszlifowano rami¢ oraz
trzon zuchwy (ryc. 4.), a takze oczyszczono dolng czesé
przestrzeni przygardtowej i wypreparowano mig¢snie
rylcowe. Selektywnie usuni¢to wezty chlonne szyi po
stronie prawej (region IIB). Pobrano trzynascie margi-
nesow do histopatologicznego badania srédoperacyjnego
w celu ustalenia radykalnosci resekcji (marginesy: skéra
policzka prawego, tkanka podskérna policzka prawego,
migzsz ptata powierzchownego Slinianki przyusznej pra-
wej 2 razy, wezel chlonny regionu IIb — strona prawa,
wezel chtonny z migzszu Slinianki przyusznej prawej,
tkanka podskdrna okolicy brédkowej 2 razy, tkanka
podskérna okolicy podgnykowej, wezet chtonny oko-
licy podgnykowej, migzsz granicy plata powierzchow-
nego i glgbokiego slinianki przyusznej prawej, miazsz
plata glebokiego slinianki przyusznej prawej, fragment
dna jamy ustnej). Po otrzymaniu wszystkich wynikéw
ujemnych przystapiono do czesci rekonstrukcyjnej ope-
racji. Z przedniobocznej powierzchni uda prawego po-
brano ptat skérno-mig¢sniowy na szypule unaczynionej
(ryc. 5.). Miejsce donorowe zostato zaopatrzone pierwot-
nie (drenaz + opatrunek). Anastomoza naczyniowa na
szyi po stronie prawej — dwie zyly szypuly potaczono
z zylg szyjng wewnetrzng (za pomocg Coupler 30 mm
+ szew klasyczny). Tetnice szypuly potaczono szwem
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Rycina 2. Obraz TK - widoczny ubytek tkanek migkkich spowodowany
wezesniejszymi resekcjami

Rycina 3. Pacjentka bezposrednio przed operacjg, z rozrysowanym
planowanym polem resekji

Y

Rycina 4. Obraz pola operacyjnego po przeprowadzeniv czesci resekeyjnej
zabiegu
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Rycina 5. Pobieranie plata skérno-migsniowego na szypule unaczynionej
1 przednio-bocznej powierzchni uda

Rycina 6. Obraz pacjentki w 8. dobie po zabiegu

klasycznym z jedng z galezi tetnicy szyjnej zewnetrzne;.
W czasie zamykania ubytku stwierdzono brak perfuz;ji.
Rewizja wykazata przyczyne — zakrzep w zespoleniu
zylnym z powodu zagigcia szypuly. Po oczyszczeniu
i ponownym zespoleniu uzyskano dobrg perfuzje. Uby-
tek zamknieto, zatlozono opatrunek i przekazano chorg
po 10-godzinnym zabiegu na oddziat intensywnej terapii
(OIT). Na OIT pacjentka byta zaintubowana i utrzymy-
wana w analgosedacji przez 3 doby po zabiegu, nastep-
nie ekstubowana z dobrym skutkiem i przekazana na
oddzial pooperacyjny oddziatu otolaryngologii (ryc. 6.).
Po 10-dniowej hospitalizacji na oddziale otolaryngologii
pacjentka w stanie ogélnym dobrym zostala wypisana
do domu.

Dyskusja

W przedstawionym przypadku rak gruczotowo-tor-
bielowaty w petni ukazuje swoje cechy kliniczne. Jak
juz wczesniej zaznaczono, jest on nowotworem o bar-
dzo duzym wskazniku nawrotowosci, a w przypadku
szerzenia si¢ wzdluz towarzyszacych nerwéw — takze
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niezwykle trudnym w ocenie radykalnosci resekcji
[13]. Pacjentka w trakcie wieloletniego leczenia zosta-
ta poddana 10 zabiegom (8 operacjom chirurgicznym
1 2 kursom radioterapii). Zabiegi te nie pozwolity jed-
nak uzyskac kontroli nad nowotworem, prawdopodob-
nie ze wzgledu na brak dostatecznie szerokich margine-
sow operacyjnych (informacja o wolnych marginesach
z histopatologicznego badania pooperacyjnego zacho-
wata si¢ w dokumentacji tylko z pierwszej resekcji).
Podstawg leczenia ACC wg piSmiennictwa jest chirur-
gia. Adiuwantowa radioterapia stanowi leczenie uzu-
pelniajace w przypadku niekompletnej resekcji, dodat-
nich margineséw w liniach cigcia, naciekania nerwow
i szerzenia si¢ wzdluz nich nowotworu, naciekania ota-
czajacych tkanek migkkich, wznowy po wezesniejszym
leczeniu operacyjnym, przerzutéw do weztéw chton-
nych szyi [14, 15]. Jednak na podstawie omowionego
przypadku nalezy przyznad, ze resekcja guza, nawet
z radioterapia, nie zawsze pozwala osiggngé przewi-
dywalng i1 zadowalajacg lokalng kontrol¢ nad wznowg
procesu rozrostowego. Zabieg, ktéry wykonano u cho-
rej w Klinice Otolaryngologii w Poznaniu, byl operacja
ratujaca, ktéra miata na celu kolejng prébe uzyskania
radykalnosci zabiegu, tym razem przez rozlegla, oka-
leczajacq resekcje, ktéra wymagata rekonstrukcji za
pomocg plata skérno-migsniowego. Tego typu opera-
cja, nieograniczajaca si¢ w resekcji do standardowych
margineséw chirurgicznych, miata u tej pacjentki duzo
wigkszg szans¢ powodzenia [16] i1 byta jedyng opcja
terapeutyczng, jakq mozna byto zaproponowac tej pa-
cjentce — jednak wyniki tego zabiegu bgdzie mozna
oceni¢ w nastgpnych miesigcach.
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