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PALABRAS CLAVE Resumen El adenosarcoma de Utero es una neoplasia rara y representa aproximadamente el
Adenosarcoma; 8% de todos los sarcomas uterinos. Esta relacionado con antecedentes de tratamiento con
Utero; tamoxifeno y con radiacion pélvica. La clinica mas caracteristica es la de una lesion polipoide
Recidiva; recidivante, siendo habitual que la paciente ya haya tenido algunas biopsias previas por ese
Histerectomia mismo motivo, en las cuales no haya podido llegarse a un diagndstico acertado y definitivo.

Incluso puede haber llegado a darse un diagnostico erroneo, de los cuales el mas frecuente es el
de un polipo cervical. La lesion consta de un componente glandular benigno creciendo inmerso en
un estroma sarcomatoso.

Presentamos el caso de una mujer de 53 afos con una lesion polipoide uterina. Tras los
estudios macroscopico, microscopico e inmunohistoquimico se llegé al diagnostico de adeno-
sarcoma millleriano de Utero. Se trata de una neoplasia de bajo grado y buen pronéstico, pero que
recidiva en un alto porcentaje de casos (25-40%).

El tratamiento es la histerectomia total simple con doble anexectomia, seguida o no de
radioterapia postoperatoria, aunque en pacientes jovenes, que no tienen el deseo genésico
cumplido, al ser una neoplasia de bajo grado, se han descrito casos en los que se ha optado por un
tratamiento conservador.

De todas formas, no hay que olvidar que se trata de un tumor maligno y que también se han
descrito casos de fallecimiento por esta entidad a causa de metastasis abdominales o de otro
tipo, por lo que somos de la opinion de que la mejor y mas segura opcion terapéutica es la
histerectomia.
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Hysterectomy characteristic clinical feature is a recurrent cervical polypoid lesion. Patients have often had

previous biopsies for the same reason, but without an accurate diagnosis. Furthermore, a
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mistaken diagnosis may have been made, the most common being cervical polyp. Uterine
adenosarcoma consists of neoplastic glands with a benign appearance and a sarcomatous stroma.

We report the case of a 53-year-old woman with a uterine polypoid lesion. After macroscopic,
microscopic and immunohistochemical studies, the diagnosis was a uterine Millerian adenosar-
coma, which is a low-grade neoplasm with good prognosis, but with a high percentage of
recurrences (25%-40%).

Treatment is simple hysterectomy with double adnexectomy, with the option of subsequent
postoperative radiotherapy. However, because this tumor is a low-grade neoplasm, a more
conservative approach has sometimes been adopted in some young patients without children.

This tumor is malignant, however, and mortality from abdominal or other types of metastases
has been reported. Therefore, we believe that the most appropriate and safest therapeutic

option is hysterectomy.

© 2012 SEGO. Published by Elsevier Espafa, S.L. All rights reserved.

Introduccion

Los adenosarcomas de Utero son neoplasias raras (en nues-
tro servicio se han diagnosticado 3 en los Gltimos 5 afios). El
rango etario de aparicion es muy amplio, pudiendo darse
desde los 10 a los 90 afnos, aunque es mas frecuente en
mujeres posmenopausicas. Esta relacionado con antece-
dentes de tratamiento con tamoxifeno y con radiacion
pélvica. La clinica mas caracteristica es la de una lesion
polipoide recidivante, siendo habitual que la paciente
tenga algunas biopsias previas por este mismo motivo, en
las cuales no se haya podido establecer un diagnostico
acertado y definitivo.

Descripcion del caso

Se trata de una mujer de 53 afos, que presenta una lesion
polipoide uterina de comportamiento recidivante. La
paciente ya habia sido sometida a 2 biopsias previas, en

las cuales no se pudo establecer un diagnostico acertado.
La primera fue en diciembre del 2006 y la segunda en febrero
del 2007. En febrero del 2008 (un afno después) se realiza la
biopsia que nos permite, finalmente, llegar al diagndstico
definitivo. A tenor de ese diagnostico, se le practica una
histerectomia con doble anexectomia. Tras la operacion
quirdrgica y hasta la actualidad (5 afios después), la paciente
se ha mantenido sin signos de recidiva.

La biopsia recibida en primer lugar se corresponde con un
fragmento de tejido de morfologia polipoide, liso, blanque-
cino con areas violaceas y que mide 5x 2 x 1cm. En la
posterior pieza de histerectomia, a la apertura del Utero,
se reconoce una lesion multipolipoide, de aspecto similar al
de la biopsia previa, que ocupa casi toda la cavidad uterina 'y
que depende del fundus (fig. 1). La lesion presenta unas
dimensiones maximas de 5 x 3 x 3cm y se observa en el
apice inferior (que casi protruye por el orificio endocervical)
un area congestivo-hemorragica.

Histolégicamente, se observa la morfologia polipoide
descrita en el examen macroscépico (fig. 2). Lo que mas

Figura 1

Lesion intrauterina polipoide, que ocluye totalmente la cavidad.
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Figura 2 Morfologia polipoide de la lesion (HE x40).

llama la atencion es el predominio estromal de la lesion,
siendo ademas el estroma muy celular (fig. 3). En él se
evidencian areas de atipia, aunque estas son muy raras.
Ademas, se observan glandulas endometriales bastante
anodinas, con epitelio de tipo proliferativo seudoestratifi-
cado, sin atipia. Caracteristicamente, el estroma se densifica
alrededor de las glandulas, abrazandolas (collaretes) (fig. 4),
y en esas zonas de densificacion se pueden observar algunas
mitosis (maximo 1-2/10 c.g.a.) (fig. 5). Asimismo, en el
estroma, ocasionalmente, se observan focos de metaplasia
escamosa. El anclaje en la pared uterina es bien delimitado y
no invade el miometrio. No se observan areas de diferencia-
cion heteréloga ni de sobrecrecimiento estromal. Inmunohis-
toquimicamente, las células estromales muestran positividad
para RE y RP, siendo negativas para caldesmon, actina y
desmina; el indice proliferativo con ki-67 es del 20%.

Con estos resultados, el diagnostico fue de adenosarcoma
miilleriano de Utero.

Figura 3 Estroma densamente celular (HE x400).

Figura 4 Condensacion del estroma alrededor del epitelio
glandular benigno («collaretes») (HE x100).

Discusion

Los adenosarcomas de Utero son tumores muy poco habitua-
les, que representan aproximadamente el 8% de todos los
sarcomas uterinos'. Aunque pueden darse a casi cualquier
edad, son mas frecuentes en mujeres posmenopausicas (la
media de edad se sita en 58 afios'), siendo muy raros en
adolescentes; se debe destacar un caso descrito en una nifa
de 10 afios?. Los factores de riesgo asociados son los estados
hiperestrogénicos, la terapia con tamoxifeno y la radiotera-
pia pélvica previa. En nuestro caso, la paciente no habia
recibido ninguno de los tratamientos mencionados.
Clinicamente, los sintomas son bastante inespecificos,
pudiendo haber sangrado vaginal, Utero agrandado, protru-
sion a través del orificio cervical, dolor pélvico, etc. Pero la
clinica mas caracteristica es la de una lesiéon polipoide
recidivante biopsiada en varias ocasiones, en las cuales no
pudo llegarse a un diagndstico definitivo. Incluso puede haber
llegado a darse un diagnostico erroneo, de los cuales el mas

Figura 5 En el estroma se observan ocasionales figuras mito-
ticas, predominantemente en las zonas de los «collaretes».
(HE x400).
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frecuente es el de un pélipo cervical®>“. Estos tumores,
ocasionalmente, pueden darse fuera del Gtero (ovario y
trompa de Falopio)°.

Macroscopicamente, se trata de lesiones polipoides o
multipolipoides que pueden llegar a protruir a través del
orificio endocervical y que también pueden llegar a ocupar
toda la cavidad uterina, como ocurre en nuestro caso.

Microscopicamente, el tumor consta de un componente
glandular benigno creciendo inmerso en un estroma sarco-
matoso’®’. En el seno de la lesién son muy habituales las
hendiduras (similares a las observadas en los tumores phyllo-
des de la mama) y en superficie se suelen formar proyeccio-
nes papilares del estroma, revestidas por epitelio
endometrial de caracteristicas tipicas. El epitelio glandular
y superficial es anodino (solo ocasionalmente puede pre-
sentar rasgos hiperplasicos con o sin atipia), siendo de
aspecto inactivo o, como en nuestro caso, proliferativo;
no es raro observar ademas otros tipos de epitelio, tales
como mucinoso, escamoso, secretor o de célula clara.
A menudo, se observan glandulas en las zonas de invasion
miometrial de los adenosarcomas, lo que sugiere que, a
pesar del aspecto anodino del mismo, este componente es
parte activa de la neoplasia. La caracteristica mas llamativa
de estos tumores es el componente estromal, manifiesta-
mente predominante; suele mostrar el aspecto de un sar-
coma de bajo grado cuya atipia citologica es variable
aunque, por lo general, es baja o moderada. Caracteristi-
camente, el estroma se densifica alrededor de las glandulas,
rodedndolas a modo de collarete y en esas zonas de densi-
ficacion se pueden observar algunas mitosis (habitualmente
nomasde2-4/10c.g.a.). Elanclaje en la pared uterina suele
ser bien delimitado, aunque en ocasiones invade amplia-
mente el miometrio, conllevando en estos casos un peor
pronostico. Pueden observarse areas de diferenciacion
heteréloga® (musculo esquelético, lipoblastos, cartilago,
etc.) o de sobrecrecimiento estromal®® (una porcién del
estroma de mayor grado, que prolifera de una manera
desproporcionada) y ambos factores también son datos de
mal prondstico, aunque hay autores que manifiestan que la
presencia de areas de diferenciaciéon heteréloga no es un
factor de mal prondstico®. El sobrecrecimiento estromal
esta presente en aproximadamente el 10% de los adenosar-
comas y se diagnostica cuando el componente sarcomatoso
ocupa el 25% o mas del volumen tumoral total; de forma
tipica, el componente epitelial esta ausente en estas zonas y
el componente mesenquimal es de alto grado.

Inmunohistoquimicamente, la porcion estromal es
positiva para RE, RP, WT1, actina y desmina, aunque en
nuestro caso estas 2 ultimas no lo fueron. También se ha
descrito positividad para CD10%'%; en relacién con este
ultimo marcador, Mikami et al. comentan que la positi-
vidad de CD10 es una de las caracteristicas de las células
neoplasicas derivadas del sistema miilleriano'®. La por-
cion epitelial es positiva para los marcadores de glandulas
uterinas convencionales. Se ha descrito una positividad
menor para los marcadores estromales en las areas de
sobrecrecimiento estromal®.

En este tipo de lesiones es esencial realizar un adecuado
diagnéstico diferencial, principalmente con otros tumores
miillerianos mixtos, como el adenofibroma, que posee com-
ponentes epitelial y mesenquimal benignos, de tal forma que
el estroma es hipocelular, carece de atipia citologica y su

indice mitotico es bajisimo, menor de 2 mitosis/10c.g.a.>; el
carcinofibroma, de componente epitelial maligno y mesen-
quimal benigno, y el carcinosarcoma, que posee componen-
tes epitelial y mesenquimal malignos; estos 2 ultimos
tumores se diferencian relativamente bien reconociendo
las areas de malignizacion del componente epitelial. Tam-
bién hay que diferenciarlo del adenomioma polipoide ati-
pico, cuyo componente estromal muestra musculo liso
prominente (muy raro en el adenosarcoma) y del polipo
endometrial o endocervical convencional, que suele ser
de menor tamafo, con un estroma menos celular y mas
fibroso, sin atipia (por lo general), con indice mitotico
muy bajo, ausencia de estroma periglandular condensado
y ausencia de arquitectura papilaroide, sin hendiduras
o espacios. Por Gltimo, hay que destacar también el sarcoma
del estroma endometrial, que también puede presentar un
componente glandular, pero estas glandulas no forman parte
del tumor, observandose en la periferia y estando ausentes
en el seno; en los casos raros en los que se observa compo-
nente epitelial (sarcoma del estroma endometrial con dife-
renciacion glandular o diferenciacion de los cordones
sexuales), este no se encuentra abrazado por el componente
estromal y ademas no se observa la arquitectura tipica del
adenosarcoma (hendiduras, estructuras papilares estroma-
les en superficie, etc.).

Como ya se ha comentado, se trata de una neoplasia de
bajo grado y buen pronéstico®, pero que recidiva en un alto
porcentaje de casos (25-40%). El prondstico depende de
factores como la diferenciaciéon heterdloga, el sobrecreci-
miento estromal y el nimero de mitosis°.

El tratamiento es la histerectomia total simple con doble
anexectomia, seguida o no de radioterapia postoperatoria,
aunque en pacientes jovenes, que no tienen el deseo genésico
cumplido, al ser una neoplasia de bajo grado, se han descrito
casos en los que se ha optado por un tratamiento conservador;
el objetivo de esta actitud conservadora es preservar la ferti-
lidad de la paciente y que en un futuro pueda tener descen-
dencia. Asi, Abu et al. describen el caso de una paciente de 27
afnos, nuligesta, diagnosticada de adenosarcoma uterino, cuyo
tratamiento fue la observacion. Asimismo hablan de que se
trata de un dilema clinico en estos casos'.

De todas formas, no hay que olvidar de que se trata de
un tumor maligno (aunque sea de bajo grado) y que
también se han reportado casos de fallecimiento por esta
entidad a causa de metastasis abdominales o de otro tipo.
Asi, por ejemplo, Hariri describe el caso de una paciente
de 73 afos diagnosticada de adenosarcoma uterino que, a
pesar de ser tratada con histerectomia y doble anexec-
tomia, y recibir radioterapia vaginal postoperatoria,
falleci6 7 meses después por metastasis abdominales’.
Gallardo y Prat presentan una serie de 55 adenosarcomas,
de los cuales 5 causaron la muerte de la paciente®. Se han
descrito varios casos mas.

En nuestro caso, la paciente presenté una optima res-
puesta al tratamiento y en la actualidad (5 afos después), se
mantiene sin signos de recidiva ni de enfermedad.

Responsabilidades éticas

Proteccion de personas y animales. Proteccion de personas
y animales. Los autores declaran que para esta investigacion
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no se han realizado experimentos en seres humanos ni en
animales.

Confidencialidad de los datos. Los autores declaran que han
seguido los protocolos de su centro de trabajo sobre la
publicacién de datos de pacientes y que todos los pacientes
incluidos en el estudio han recibido informacion suficiente y
han dado su consentimiento informado por escrito para
participar en dicho estudio.

Derecho a la privacidad y consentimiento informado. Los
autores han obtenido el consentimiento informado de los
pacientes y/o sujetos referidos en el articulo. Este docu-
mento obra en poder del autor de correspondencia.

Conflicto de intereses

Los autores declaran no tener ningln conflicto de intereses.
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