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Abstract. S������� ����� ���������� ��� ���� ������, �����-S������� ����� ���������� ��� ���� ������, �����-
������� ~0.5% �f ��� ������������. M������h������ �� ���� 
��������, ������������ ~1% �f ��� �������� ����� ������. 
M������h����� ��������� (MC) �� ���� �����, ������������ 
0.2 �� 0.6% �f ��� �������� ����� ������. W� h����� ������ � 
���� �f MC w��h �������� ���������� ������� f��� � ��b���-
��b���� ����� �� � 71-����-��� ���� ������� ��� ������� �h� 
���������� ������� f�������. Th� ������� w�� ���������� 
�� h��� � de novo ���� �f �������h����� ���������, wh��h 
�� ���������� ���������� w��h h��h�� ���������� �h�� �h� 
�����f�������� ���� �f �h� ������� (�.�., � ��������� �h���� 
f��� ��������h�� ������� �� �������h������). Th�� w�� 
reflected in the multiple lung and bone metastases sites and 
������ ���������� f�� �53 ��� K�-67.

Introduction

S������� ����� ���������� ��� ���� ������, ������������ 
~0.5% �f ��� ������������ ��� <5% �f ��� h��� ��� ���k 
������� (1). Th� ������������ �f �������� ����� ������ �� ��� 
w��� ����������. A�������� �� �h� W���� H����h O�����z�-
���� (WHO), h�w����, ��������� ������ �������� 15 �� 32% 
�f ������� �������� ����� ������, 41 �� 45% �f ��b�����b���� 
�������� ����� ������, 70 �� 90% �f ��b������� �������� 
����� ������, ��� 50% �f ����� �������� ����� ������ (2).

M������h������ �� � ���� �����, ������������ ~1% �f ��� 
�������� ����� ������. M������h����� ��������� (MC) �� 
���� �����, ������������ ~0.2 �� 0.6% �f ��� �������� ����� 
������. MC ���� �������� �������� �� �h� ������� �����, 
f����w�� b� �h� ����� �������� ������ ��� ��b�����b���� 
�������� ������. MC �� ������� ���������� ��� �h��������z�� 
by infiltrative growth and the potential for metastasis (2). It 
was first described in 1975 by Stromeyer et al (3). M���� ��� 
f������ ��� �ff����� �q�����, w��h � w��� ��� ����� �f 14 
�� 86 ����� (2). Th� ������� ���������� ��������� f�� MC �� 
�h� ��������� �f �x������� �������h����� ��ff����������� b� 
������ h�����h������ ��������. H�w����, �h���-����������� 
������ ��������� �h��� �b������ b� �������� ��������� 
imaging (MRI), computed tomography (CT) and positron 
�������� ��������h�/CT (PET/CT) ��� ���f�� f�� �����-
������ �h� �����'� �x������� ��� ������ �f �������� �� w��� 
�� ������f���� �����b�� ���������� ��� ���������� (4,5). 
Additionally, dynamic contrast‑enhanced MRI (DCE‑MRI) 
and diffusion‑weighted imaging (DWI) have been proposed 
�� �ff������ ����� f�� �h� ��������� �f �������� ����� 
������ (6-8).

W� h����� ������ � ���� ��������� � ������� w��h � 
��b�����b���� �������� ����� MC w��h �������� ����������.

Case report

In March 2013, a 71‑year‑old male was referred to Okayama 
U��������� H�������, J����, f�� ��������� ��� ��������� �f 
� ��b�����b���� ����. Th� ������� h�� ����� � ���� �h�� 
w�� ����wh�� ������ �h�� h�� ��b�����b���� ����h ����� 
������� �� h�� ��f� �����b���� ����� ������ �� F�b����� 2012. 
P������ ��������� �������� �������� ��f�������� w��h ������ 
�� h�� ������� h������, ��������� h�����������, h���������-
���� ��� � ����b��� ��f������� w��h ��������� ����� ��������� 
�� �h� ��f� ������� ������ �� J��� 2008. Th� ������� �����w��� 
������� ��������� w��h ���������� b�������, ����������� 
���f���, ��x����f�� ��� ��b�������. H� w�� �������� �� 
alcohol and tobacco. Intraoral examination revealed no 
significant findings, but extraoral examination demonstrated 
�w� ������ ��������� 32x30 �� ��� 30x30 �� �� �h� ��f� 
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��b�����b���� ����. Th� �w� ������ �xh�b���� ����������, 
���������� ��� ��b�����.

Th� ������� �����w��� ������� �x���������� ��������� 
CT, 18F‑fluorodeoxyglucose (FDG) PET/CT and MRI with 
� ������� ��������. C�������-��h����� h������ CT ������ 
�������� � 10x3x3 �� ����� �f �h� ��f� ��b�����b���� 
�������� ����� ��� b��� ���������� �� �h� C7 ��� T1 �����-
b��� w��h ����h� �x������� �� �h� �����b��� ����� (F��. 1A-C). 
FDG‑PET/CT images demonstrated FDG uptake in the left 
��b�����b���� �������� ����� ��� ��f� �������� ����h �����. 
M������� ����k� ������ w��� ���� �b������ �� �h� ����� ��� 
lungs, confirming the presence of metastasis (Fig. 2A and B).

MRI revealed an ill‑defined tumor of the left subman-
��b���� �����. Th� ���� w�� h������������ ��� h���- �� 
���������� �� T1-w���h��� (T1W) ������, ��� h������������ 
and hypo‑ to hyperintense on short TI inversion‑recovery 
������ ��� T2-w���h��� (T2W) ������ (F��. 3A-C). H�����-
������� ��h�������� �f �h� �������� j������ ����h ����� 
was observed on contrast‑enhanced T1W images (Fig. 3D). 
Vertebral MRI revealed bone metastasis in the C7, T1, T4, T5, 
T6, T12 and L4 vertebrae with expansion to the dorsal side; 
spinal canal stenosis was also present. In addition, vertebral 
����������� f�������� w��� �b������ �� �h� C7 ��� T12 �����-
brae (Fig. 4A and B).

DCE‑MRI was performed with 14 consecutive scans at 
1 ��� ��������� f����w�� b� ������� ������ �� 500 ��� 850 ���. 

Af��� ����������� �h� ������ �f ��������, wh��h w�� ��� �� 
�h� ���� �f �������� ��h��������, �h� ���� ������ ��������� 
����� w�� �b������. Th� ������ ��������� �f �h� ����� ������� 
��������� �� 30 �� 45 ���, �h�� ����h��� ��������� ����� 850 ��� 
(Fig. 5). DWI was performed for the left submandibular sali-
vary gland tumor. The mean apparent diffusion coefficient 
(ADC) was 1.35x10-3 ��2/��� (�������, 1.12x10-3 ��2/sec; 
��x����, 1.69x10-3 ��2/���).

F��� ������ ���������� ��� ���������� b����� �f �h� 
��b�����b���� ����� w��� ���f����� ����� ����� �����h���� 
f�� ����������� ����������. C���������� �x��������� �������� 
a class III alteration. Histopathological examination revealed 
����� ����� ������z�� �� ����� �f ������� ��z��. Th� ����� 
contained large and fine chromatin. The tumor had developed 
w��h�� �h� �������� ����� ���������. M������ w�� ����������� 

Figure 1. Contrast‑enhanced computed tomography images (soft tissue window). (A and B) Axial and coronal images revealed a mass with slight enhancement 
�� �h� ��f� ��b�����b���� �������� �����. (C) S������� ����� �������� b��� ���������� �� �h� C7 ��� T1 �����b��� w��h ����h� �x������� �� �h� �����b��� �����.

Figure 2. (A) Axial 18F‑fluorodeoxyglucose (FDG) positron emission 
��������h�/computed tomography revealed FDG accumulation in the lesion 
of the left submandibular gland. (B) There were multiple foci of FDG uptake 
�� �h� ����h ����� ��� �����b��� �f �h� ���k.

F����� 3. M������� ��������� ������� �f �h� h��� ��� ���k. (A-C) A ���� 
w�� ������� �� �h� ��f� ��b�����b���� ����� ��� �xh�b���� (A) h������������ 
h���- �� ������������ �� T1-w���h��� ������ ��� h���- �� h������������� 
on (B) T2‑weighted images and (C) short TI inversion‑recovery images. 
(D) The mass exhibited heterogeneous enhancement on contrast‑enhanced 
T1-w���h��� ������.
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by a high degree of cellular atypia. Immunohistochemical 
���������� �f �h� ����� �������� ������ ���������� f�� �53 ��� 
Ki‑67; positivity for cytokeratin (CK) AE1/3, �������� ��� 
epithelial membrane antigen; partial positivity for glial fibril-
lary acidic protein, S‑100, CK7 and CK14; and negativity for 
�����h ������ �����, ���������b������ �������, ��������, 
gross cystic disease fluid protein‑15, chromogranin and synap-
���h����. Th� ������� w�� ���������� �� h��� � ��������� 
��������� ��ff���������� b� �������h����� ����� ��� w��h h��h 
����������, �� ��������� b� �h� ������ �������� ��������. MC 
was the most reliable diagnosis, even with the nonspecific find-
���� (F��. 6).

Th� ������� b���� ��������� �� A���� 2013. T�������� 
�������� ��b��������� ��j������ �f ��������b (120 �� ��� 
1.7 ��) f�� �h� �������� b��� ���������� ��� ���������� �����-
�h����� f�� �h� ����� ���������� (� ����� �f 3000 �G� f�� ���h 
�ff����� ����: C7-T1 ��� T12).

Discussion

A��h���h ��������� �������� ����� ������ ��� ����, �h� WHO 
�������z�� 24 ��b����� w��h ��ff����� �������� ������������� 
��� ��������� (1,2). Th� ��������� �f ��������� ����h����� 
������ �f �h� �������� ������ ������ f��� 0.3 �� 3.0 ��� 
100,000 individuals annually, confirming its rarity (1). This 
������ ��� b� �h� ������ f�� �h� ���k �f k��w����� �f �h� 

risk factors for its development (1,2). Ionizing radiation from 
b��b� �� ������� �h����� h�� b��� ���������� w��h �h� �����-
������ �f �������� ����� ������, b�� ���������� h������� 
��� ��h�������� h��� ���� b��� ���������� w��h ���� ����� �f 
������ ���� ��������� (1). Th� ������ ��� ��k��w� �������� �f 
�h��� ������ w��� ���������� �� �h� ���f���� �f �h� ������� 
���� ������. N���b��, �h�� ������� h�� �� �������� ���k f������ 
f�� MC ��h�� �h�� h�� �������� ��������� ��� �h������� ��� h�� 
������� ��������� �� ����h�� ��� ��b����.

MC �� �h� ��������� ����������� �f b����� �������h�-
����� ��� �� �������� ������ �x��������� �f ����� ����� w��h 
�������h����� ��ff����������� (2,9). Th��� �� �� ������ �����-
�������, ��� ���� ����� ����� �� �������� f��� 14 �� 77 ����� 
�f ���. Th� ���� f��q������ �ff����� ���� �� �h� ������� �����, 
although MC may be identified in all major and minor salivary 
������ (2,9). Th� ��j����� �f �������� ������� w��h � �������� 
���� (2). Th� ������� ������� ��� ��� �f �h��� �������� w��h �h� 
�x������� �f ���� ���������� �������� ������ �h� �x������� 
�x���������.

MC �xh�b��� ������� h����������� ��������, ��������� 
trabecular, reticular and solid (2,8). This variation reflects 

Figure 4. Magnetic resonance images of the vertebrae. (A and B) Multiple 
b��� ���������� w��� ������� �� C7, T1, T4, T5, T6 ��� T12.

F����� 5. T��� ������ ��������� ����� ��������� f�� 30 �� 40 ��� ��� �h�� 
��������� ��������� ����� 850 ���. Figure 6. Histological findings. (A) Tumor cells were organized in nests of 

various sizes and contained large and fine chromatin (hematoxylin‑eosin 
staining; magnification, x200). (B‑H) Immunohistochemical examination 
revealed that the tumor was strongly positive for (B) p53 and (C) Ki‑67; 
positive for (D) cytokeratin AE1/3 and (E) vimentin; partially positive for 
(F) S‑100 and (G) CK14; and negative for (H) smooth muscle actin (magni-
fication, x200).
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�h�� �b������ �� �������h������, �h� b����� ����������� �f 
MC (2,8). O�h�� ������� f������� ��� �h� �������� �f � �����-
������� ���h�������� w��h h������������ �����h���� ���� (9,10) 
��� h��h ������� �������� w��h ���������b�� ��������� ��� 
���k�� ��������h��� (2). Th� MC �� �h� ������� ���� w�� 
�h��������z�� b� � ������������ ���h�������� w��h � ����� 
�������, � h��h ������ �f ������� ��� � h��h ������ ����� �� 
indicated by Ki‑67 labeling. These findings are in agreement 
w��h �h��� �f �������� ������� (9-12).

H����������� ���������� �h���� b� ��������� b� ������� 
�x��������� f�� � �������� ������������ ���������. Th� ���� 
�f ������� �f �������� ����� ������ �� ������� ������������� 
�f �h� ����� ��������, ��������� �f ��������� f�������, ������-
���� �f ����� �x������� ��� �������� ��� ��������� �f ����� 
metastases and systemic involvement (1,13). MRI and CT 
��� ���f�� �� ��������� �h� �������� �x������� �f �h� ����� 
��� ������f� �������� ����h��������h�. CT �� � �������b�� 
alternative in cases of bone infiltration. Combined PET/CT 
h�� �������� ���������� �������� f�� ����� ����� �x�������, 
����� ����������� ��� ������� ����������, ������������ �� 
h��h-����� ������������ (1,5,14). U�f����������, �h� �������-
���� �f PET/CT f�� �������� ����� ������ �� ����� ����, �����b�� 
due to its relatively low 18F‑FDG uptake, which may be easily 
�b������ b� �h� ������ �h����������� ����k� �f �h� �������� 
������ (5,14). A� ������������ �� �h� ������� ����, CT ��� 
PET/CT examination played a significant role in the diagnosis 
�f ����������, ��������� �h� ���������� �� �h� ����� ��� ����.

MRI is superior with respect to soft tissue differentiation 
��� �� ���f�� f�� ��������� ���� ������ �x������� ��� ���������� 
spread using high‑resolution techniques. It also detects signal 
�h����� ��� �x����������� ������ �� �h� �������� ����h 
nodes (13). The MRI features of salivary gland tumors include 
an ill‑defined infiltrative margin and hypointensity on T1W 
and T2W images, which reflect the high malignancy of the 
����� (1,13). Th� ������� ��������� �xh�b�� h������������ 
enhancement following contrast enhancement (13). The find-
���� ������b�� �� �h� ������� ���� ������ ��� �� ��������� 
with the literature; namely hypointensity on T1W and T2W 
������ w��h h������������ ��h�������� f����w��� �������� 
��������������.

DCE‑MRI in the oral and maxillofacial areas is reported 
�� b� � ���f�� ���� w��h wh��h �� ��ff��������� ��������� 
f��� b����� ������ (5,7). F���h������, Y�b���h� et al (7) 
��������� �h�� �h� ����-������ ��������� ����� ��� ���������� 
�f �h� ����� ������ h��� ���������� ����� �� ��ff����������� 
among benign tumors, malignant tumors and inflammatory 
�������. M�������� ������ ��������� ����������� � ������� 
��h��������-����������� ������� �h��������z�� b� ����� 
enhancement (6,7,15). In general, the contrast peak of malig-
nant tumors is commonly reached within 120 sec (6,7). In 
�h� ������� ����, �h� ������ ������������ ����� ��� ������� 
enhancement and a contrast peak before 120 sec on DCE‑MRI; 
�h��� f������� ��� �������b�� w��h ����������.

Like DCE‑MRI, DWI has been used to diagnose malig-
���� ������ �� �h� h��� ��� ���k ������, ������������ b� ����� 
the ADC for the differential diagnosis (8,16‑18). The ADC is 
�� ��������� ���� w��h wh��h �� ����������h ��������� f��� 
b����� ������ �� �� �� �������� ��w�� �� ��������� �h�� 
b����� ������� (8,16-18). Th� ����ff ����� �� �������������: 
W��� et al (16) reported an ADC of 1.22x10-3 ��2/��� ����� 

� 1.5 T���� (T) ������, E��� et al (18) reported an ADC of 
1.8x10-3 ��2/��� ����� � 1.5 T ������, ��� S��������� et al (8) 
reported an ADC of 1.3x10 -3 ��2/��� ����� � 3.0 T 
device. In the present case, we obtained a mean ADC of 
1.35x10-3 ��2/���. A��h���h �h�� �� h��h�� �h�� �h� ������ 
�������� b� W��� et al (16) ��� S��������� et al (8), �� �� ����� 
�x������� ����� �� �h��� ������� ��� ���h ��w�� �h�� �h�� 
�������� b� E��� et al (18). Af��� ����������� �h� ����ff �����, 
the lesion was classified as malignant.

Th� ������� ��������� f�� �������� ����� ������ �h���� 
b� ����b���h�� f����w��� ������� ��� h����������� �����-
������. C������� �������� �x������ w��h ����� ������� �� � 
w���-����b���h�� ��������� f�� ��������� ������. C���������� 
�h� �������� f�� �h��� ������ �� ����� ��� ���������z�, 
������h����� ��� �h����h����� ��� ��������� (1,18). H�w����, 
���� ���������� ��������� �� ���j������� w��h ���������� �����-
�h����� w�� ���f����� �� �h�� ����.

A� �h�w� �� ��� �������'� ���������, h� h�� ��������� 
����� ��������� �� �h� ��f� ������� ������ �� J��� 2008 �� ����� 
� ����b��� ��f�������. N��k CT �� M�� 2008 h�� �������� 
no apparent abnormal findings. Therefore, this patient was 
���������� �� h��� � de novo MC. MC �� ������� ���� �w� 
�����: ��������� �h���� f��� ��������h�� ������� �� 
�������h������ ���� MC, ��� de novo MC, wh��h ���������� 
30 �� 40% �f ��� MC�. Th� de novo ���� �� ���������� ������-
���� w��h h��h�� ���������� �h�� �h� �����f�������� ���� (16). 
Th� ������� ���� �������� ������ ���������� f�� �53 ��� K�-67, 
which potentially reflected multiple lung and bone metastases.

In conclusion, a rare case of MC within a submandibular 
�������� ����� h�� b��� ���������. H����������� ��� ������� 
evaluations were performed, including DCE‑MRI and DWI, 
wh��h ������ �� b� �x������� ���f�� ����� �� �h� ��������� �f 
�������� ����� ������.
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