REPORTE DE CASO

RESUMEN

Objetivo: presentar el caso de una paciente con
angiolipoleiomioma uterino confirmado histopa-
tolégicamente y diagnosticado prequirdrgicamente
como un teratoma anexial, y realizar una revision
de la literatura respecto al diagnéstico clinico, ima-
genolégico e histopatolégico de la entidad.

Materiales y métodos: se presenta el caso de una
mujer de 61 afios, a quien se le practicé laparotomia
por sospecha de un teratoma anexial. En la ciru-
gia se hace diagnéstico de miomatosis uterina y se
practica histerectomia abdominal total y salpingoo-
forectomia bilateral. En el estudio histopatolégico se
encuentran hallazgos compatibles con angiolipoleio-
mioma uterino. Se realizé una bisqueda en las bases
de datos Medline via PubMed, OVID y en Lilacs,
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“uterine angiolipoleiomyomas” y “angiomyolipoma
uterus”, se buscaron articulos de revision, reportes y
series de casos en inglés y espanol publicados desde
1966 hasta mayo de 2016.

Resultados: se encontraron siete articulos, que
corresponden a reportes de casos y revisién de la
literatura, los cuales describen las principales carac-
teristicas en cuanto a presentacion clinica, diagnés-
tico clinico y paraclinicos basindose en pruebas de
imagenologia y estudios de histopatologia.
Conclusién: el angiolipoleiomioma uterino es
una entidad benigna muy rara, cuyo diagnéstico
diferencial clinico es complejo, ya que simula otras
patologias ginecoldgicas. Es de suma importancia
la sospecha clinica prequirtrgica de esta entidad y
la posterior confirmacién histopatolégica.
Palabras clave: angiomiolipoma, leiomioma, te-

ratoma.

ABSTRACT

Objectives: To present the case of a patient
with a uterine angiolipoleiomyoma confirmed by
histopathology, diagnosed as adnexal teratoma
before surgery, and to conduct a review of
the literature regarding clinical, imaging and

histopathological diagnosis of this condition.
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Materials and methods: A 61-year old patient
taken to laparotomy due a suspected adnexal
teratoma. During surgery, uterine myomatosis
was diagnosed and total abdominal hysterectomy
and bilateral oophorectomy are performed.
Findings on histopathology were consistent
with uterine angiolipoleiomyoma. A search
was conducted in the Medline databases via
PubMed, Ovid and in LILACS using the terms
“angiolipoleiomyoma”, “angiolipoleiomyoma
uterus”, “uterine angiolipoleiomyoma”, “uterine
angiolipoleiomyomas” and “angiomyolipoma
uterus”. The search included review articles and
case series and reports published in English and
Spanish from 1966 to May 2016.

Results: Seven study articles were found, including
case reports and literature reviews describing
the main characteristics in terms of clinical
presentation, clinical diagnosis and paraclinical
tests, based on imaging studies and histopathology.
Conclusion: Uterine angiolipoleiomyoma is an
extremely rare benign condition that mimics other
gynaecological pathologies, making it a difficult
clinical differential diagnosis. Preoperative clinical
suspicion and postoperative histopathological
confirmation are of the utmost importance.

Kew words: Angiomyolipoma, leiomyoma,

teratoma.

INTRODUCCION

El angiolipoleiomioma (ALLM) es un tumor mix-
to del dtero, benigno, de origen mesenquimatoso,
que se caracteriza por tener tejido adiposo madu-
ro, musculo liso y un componente vascular, que
se encuentra en proporciones variables de rara
presentacién (1, 2). Sus caracteristicas histolégicas
lo hacen muy similar al angiomiolipoma renal, ra-
z6n por la que ha recibido el nombre por algunos
autores de angiomiolipoma uterino (AML) (1, 3).
Su nomenclatura ha sido muy controversial, por lo
que ha recibido numerosos nombres como: lipoleio-
mioma, tumor lipoleiomatoso, tumor mesodérmico

mixto benigno, tumor hamartomatoso (4). Pese a

los diversos nombres que ha recibido, el nombre
aprobado y apropiado para esta entidad es el de
ALLM, ya que la mayoria de los AML son de origen
renal, reportandose también lugares de localizaciéon
extrarrenal (higado, bazo, retroperitoneo, pulmén,
piel) que incluyen muy pocos casos documentados
anivel uterino y de tracto genital femenino (5). Los
AML son categorizados actualmente dentro de los
PEComas (2), lo que hace que se encuentren dentro
de sus principales diferencias: a) su origen (origen
mesenquimatoso vs. origen de células epiteliales
vasculares); b) la asociacién de los AML renales
con la esclerosis tuberosa (ET) a diferencia de los
ALLM que no se asocian a esta; ¢) su negatividad
en la inmunohistoquimica para las caracteristicas
melanociticas (6).

Dada su incidencia tan baja (0,06 %) y su presen-
taci6n clinica inespecifica, con dolor pélvico créni-
co, sangrado genital anormal, prolapso de érganos
pélvicos y sintomatologia urinaria, a menudo se
confunde con otras patologias ginecolégicas, prin-
cipalmente las de origen anexial (teratomas y masas
complejas) y de origen uterino (leiomiomas) (1, 7).

Se ha descrito mayor incidencia en mujeres
mayores de 40 afos, con localizacién principal-
mente a nivel del cuerpo del dtero, seguido de la
localizacién cervical, con crecimiento intramural o
subseroso, sin asociacién con la esclerosis tuberosa.
Su historia natural no es muy conocida por los pocos
Ccasos reportados, su Comportamiento es frecuente-
mente benigno. Respecto al curso clinico pueden
presentarse recurrencias si se realiza inicamente
miomectomia, por lo cual se ha establecido como
eleccién de tratamiento la histerectomia (2).

Al ser un tumor raro, que se confunde facilmente
con otras patologias, y de dificil diagnéstico preop-
eratorio, cobra gran importancia el conocimiento de
esta entidad para la practica diaria, no solo por parte
del médico ginecdlogo, sino también del clinico
tratante y del patélogo; por tanto, con el objetivo de
revisar la literatura respecto al diagnéstico clinico,
imagenolégico e histopatolégico de la entidad, se

presenta este caso de angiolipoleiomioma.
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REPORTE DE CASO

Paciente de 61 afos, con 5 gestaciones de las cuales
3 fueron partos vaginales, 1 embarazo ectépicoy 1
aborto, con Gltima menstruacién en el afio 2005,
que consulta en el primer semestre de 2014 a ins-
titucién hospitalaria de referencia de una compa-
fifa aseguradora privada que atiende pacientes del
aseguramiento contributivo y privado en el sistema
de salud colombiano, ubicada en Bogotd (Colom-
bia), por cuadro clinico de dolor pélvico crénico,
de presentacion ocasional, sin otra sintomatologia
asociada. El examen fisico se reporta dentro de
limites normales, sin signos de irritacién perito-
neal ni masas palpables. Antecedentes de relevan-
cia: carcinoma papilar de tiroides manejado con
tiroidectomia total y laparotomia por embarazo
ectépico. Linfoma cutdneo T estadio Ib manejado
con terapia con radiacién ultravioleta A y psoraleno
(PUVA-terapia) (8).

Dentro de los estudios iniciales se realiza una
ecografia transvaginal (figura 1) que muestra una
imagen dependiente de ovario izquierdo, redon-
deada, heterogénea, predominantemente sélida,
con dreas quisticas y contenido ecogénico que su-
giere grasa, con medidas de 75x44x70 mm, con

un volumen de 122 cc; por lo que se concluye un

Figura 1. Ecografia con imagen redondeada hete-

rogénea, con contenido ecogénico, que sugiere grasa

(flecha azul) anterior al cuerpo uterino (flecha blanca)

teratoma quistico izquierdo. Llaman la atencién el
tamarfio y las caracteristicas de la lesi6n, por lo que
se realiza TAC de abdomen total (figura 2) en la
que se observa una masa en la linea media anterior
al ttero, de contornos bien definidos, con compo-
nente mixto, densidad de tejido blando y adiposo,
sin otras masas ni adenomegalias. Se concluye una
masa anexial compleja compatible con teratoma.

La paciente es programada para laparotomia
exploratoria con diagnéstico prequirtrgico de
quiste anexial complejo, con sospecha de teratoma;
durante el procedimiento quirdrgico elegido inicial-
mente se reconocen multiples miomas subserosos
e intramurales, y anexos atréficos, por lo que se
realiza histerectomia abdominal total y salpingoo-
forectomia bilateral. El procedimiento se realiza
sin Complicaciones.

En el servicio de patologia se recibe producto
de histerectomia total, con sus anexos, con un peso
de 179 g; la serosa es lisa y con una gran masa en
la cara anterior que deforma el cuerpo uterino. Al
corte, el canal endocervical y la cavidad endome-
trial se encuentran conservadas, y en el miometrio
se reconoce una masa bien definida subserosa de
6x6x4,5cm, blanquecina, de aspecto arremoli-

nado, con dreas amarillentas de tejido de aspecto

Figura 2. Masa en la linea media anterior al ttero, de

contornos bien definidos, aspecto heterogéneo, con

densidad de grasa en su interior (flecha roja)



Revista Colombiana de Obstetricia y Ginecologia Vol. 67 No. 2 ® 2016

Figura 3. Corte longitudinal. Cavidad endometrial
colapsada, miometrio de la cara anterior con masa
subserosa bien definida, de 6x6x4,5 c¢m, blanque-
cina, arremolinada, con dreas amarillentas de tejido

de aspecto adiposo

adiposo (figura 3). Los anexos se encuentran con
cambio de atrofia sin lesiones.

Alos cortes microscépicos (figura 4) se evidencia
una lesién tumoral benigna de origen mesenquimal,
constituida por células musculares lisas maduras,
las cuales se disponen en un patrén arremolinado,
asociado a proliferacién de adipocitos maduros, los
cuales se ubican formando l6bulos separados por
septos de tejido fibroconectivo con numerosos vasos
sanguineos de diferentes tamanos. El conteo mitético
es menor de 1 en 10 campos de alto poder (CAP). No
hay pleomorfismo, ni necrosis coagulativa. Los estu-
dios de inmunohistoquimica muestran negatividad
del HMB45 (figura 5) y un indice de proliferacién

celular medido con Ki67 menor al 1% (figura 6).

Posteriormente se realiza control a la paciente
donde se evalta diagnéstico prequirtrgico, hallaz-
gos intraoperatorios y diagnéstico final informado
por patologia; la paciente evoluciona asintomatica,
por lo que se cierra el caso sin complicaciones.

Aspectos éticos. Se solicité autorizacién tanto a la
paciente como al Comité de Ftica en Investigacion
de la Fundacién Universitaria Sanitas para la publi-
caci6n de las fotos. Se garantizo la confidencialidad
de la informacién y la identificacién de la paciente

para proteger sus derechos.

MATERIALES Y METODOS

Se realiz6 una busqueda de la literatura en Medline
via PubMed y BVS, usando los términos: “angiolipo-
leiomyoma”, “angiolipoleiomyoma uterus”, “uterine
angiolipoleiomyoma”, “uterine angiolipoleiom-
yomas” y “angimyolipoma uterus”. Se incluyeron
estudios que trataran sobre el diagnéstico y las carac-
teristicas clinicas, imagenolégicas e histopatolégicas
de esta entidad. Se buscaron articulos de revisién,
reportes y series de casos sin restriccién de idioma,
desde 1996 a mayo de 2016. Se excluyeron publi-
caciones de angiolipoleiomioma cutdneo y renal, al

igual que angiolipoleiomioma en animales (caninos).

RESULTADOS

Se obtuvieron 56 titulos sobre angiolipoleiomioma
(ALLM) y angiomiolipoma (AML) uterino en las
bases de datos de bisqueda, de los cuales se exclu-

yeron 48 articulos debido a que 47 de ellos eran de

Figura 4. Cortes microscépicos. Células musculares lisas maduras, en un patrén arremolinado, asociado a proliferacién

de adipocitos maduros, que forman lébulos separados por septos fibroconectivos con numerosos vasos sanguineos
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Figura 5. HMB-45: negativo

localizaciones extrauterinas (renales, pulmonares,
hepaticas y cutdneas) y 1 era un estudio en animales.
Se incluyeron 4 articulos que tratan de angiolipo-
leiomioma (ALLM) uterino, 3 de angiomiolipoma
(AML) uterino y uno de tumor lipoleiomiomatoso
uterino. Todos corresponden a reportes de caso
(1-9) con revisién de la literatura publicados entre
1989y 2013. Son publicaciones en inglés (1, 3-7, 9)
y eslovaco (2). Estos fueron hechos en Europa (2, 3,
6), Asia (4, 5, 9) y Norteamérica (1, 7).

Presentacién clinica. El angiolipoleiomioma gene-
ralmente es asintomatico, por lo que el diagnéstico
es un hallazgo incidental encontrado por imagenes
(1). Cuando se presentan los sintomas, estos son
similares a los leiomiomas clasicos, tales como dolor
abdominal crénico, hemorragia uterina anormal,
polaquiuria, incontinencia y prolapso de los 6rganos
pélvicos (1,7, 9).

Presentacidn imagenoldgica. Dentro de sus prin-
cipales caracteristicas ecogréficas se encuentra su
aspecto como masas irregulares, brillantes, con alta
ecogenicidad, correspondiente a tejido lipomatoso,
asociado a ecogenicidad, sin sombra, visto en los
vasos sanguineos del tejido lipomatoso que lo hacen
simular teratomas benignos (1). Se pueden extender
desde el miometrio hasta la subserosa (1) y presentar

pequenas areas anecoicas dentro de la masa (7).

Diagnéstico histopatolégico
Anatomia macroscpica. En su aspecto rnacroscépico el

tamafio va desde 2 hasta 16 cm, con un promedio

Figura 6. Indice de proliferacién celular medido
con Ki67

de 8,4 cm (1, 8); usualmente son bien definidos,
con una pseudocdpsula, pero en ocasiones pueden
presentar un crecimiento infiltrativo (1). Su consis-
tencia varfa entre elastica o firme, lo cual depende
de la proporcién de cada uno de los componentes.
Al corte en la superficie pueden tener coloracién
gris clara, amarillenta o rosada, que varfa en apa-
riencia, siendo muy raro encontrar necrosis o he-
morragia (1, 6, 9).

Estudio microscépico. En las coloraciones de rutina
se evidencian fasciculos de células de misculo liso,
entremezcladas con tejido adiposo y fibroconectivo.
Pueden organizarse en un patrén arremolinado
imitando leiomiomas. El tejido adiposo es ma-
duro, con citoplasma claro y nicleos periféricos.
Se pueden observar ocasionales lipoblastos. Los
vasos sanguineos generalmente son tortuosos y
similares a pequenas o medianas arterias, con pa-
redes fusionadas imperceptiblemente con las capas
fibromusculares que rodean el tejido del estroma,
con red capilar bien desarrollada. La proporcién en
los componentes no ha sido determinada a la hora
de establecer criterios diagndsticos de ALLM; sin
embargo, en ninguno de los tres componentes es
usual ver atipia o mitosis (1, 4, 9).

Estudios de inmunohistoquimica han evidencia-
do que las células musculares demuestran inmuno-
rreactividad citopldsmica contra la actina y desmina,
y todos los ALLM son negativos con HMB-45,
marcador de células epiteliales melanociticas; lo
contrario a los AML renales (1, 2, 4, 6).
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CONCLUSIONES

Es poca la literatura encontrada respecto a ALLM,
donde juegan un papel importante las ayudas ima-
genolégicas en el diagnéstico prequirdrgico, siendo
el criterio definitivo el estudio histopatol6gico para

su confirmacién, tal como se realizé en este caso.
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