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Adenosarcoma de ovario asociado
con elevacion del antigeno sérico Ca-125.
Informe de caso y revision de literatura
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Resumen

Introduccion: Los adenosarcomas mdllerianos son tumores
raros que por lo general se desarrollan a partir del endometrio.
Se han descrito 50 casos de adenosarcomas de ovario. Lare-
lacion de estos tumores ovaricos y el antigeno sérico Ca-125
no se encuentra bien definida en la literatura. Presentamos el
caso de una paciente con adenosarcoma mulleriano del ovario
derecho con elevacién del antigeno Ca-125 con el objetivo de
documentar este caso tan inusual de patologia, como por su
presentacion con el antigeno Ca-125 elevado que no se ha
descrito en la literatura.

Caso clinico: Mujer de 42 afos con hallazgo incidental de tu-
mor en el ovario derecho asociado con antigeno sérico Ca-125
de 1,100 U/ml. El reporte de patologia fue un adenosarcoma
mulleriano homologo del ovario derecho, con sobrecrecimiento
sarcomatoso. El nivel de Ca-125 descendi6 a 16 U/ml luego de
la cirugia. La paciente esté libre de enfermedad y con niveles
séricos de Ca-125 normales luego de 16 meses de seguimiento.
Discusion: Los adenosarcomas de ovario tienen un compor-
tamiento mas agresivo en comparacion con los de origen uteri-
no. Se ha propuesto que por su origen embriolégico, los ade-
nosarcomas extrauterinos podrian tener la capacidad de pro-
ducir antigeno Ca-125, en especial en los casos con sobrecre-
cimiento sarcomatoso. Con base en lo anterior, se podria utili-
zar la medicion del antigeno Ca-125 sérico como factor de mal
prondstico al indicarnos indirectamente el sobrecrecimiento
sarcomatoso en el tumor.

Conclusién: El antigeno sérico Ca-125 puede ser Util en el
seguimiento de los adenosarcomas de ovario. La elevacion del
Ca-125 en adenosarcomas del ovario puede ser indicativa de
sobrecrecimiento sarcomatoso y de mal pronéstico.
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Summary

Background: Adenosarcomas are rare tumors and are usually
derived from the endometrium. About 50 cases of adeno-
sarcomas of the ovary have been reported. The relation between
adenosarcoma and CA125 has not been described. The authors
present a case of adenosarcoma with elevated CA125 because
of the unusual presentation of this pathology and also because
elevation of the CA125 antigen is not reported in the literature.
Clinical case: A 42-year-old woman presented for consultation
for incidental right ovarian tumor and CA125 of 1,100 U/ml.
Histology revealed a homologous Milllerian adenosarcoma of
the right ovary, with sarcomatous overgrowth. CA125 decreased
to 16 U/ml after surgery. Sixteen months post-surgery, the patient
is disease free and with normal CA125.

Discussion: Ovarian adenosarcomas are more aggressive than
adenosarcomas of the uterus. Because of the embryological
origin, ovarian adenosarcomas are able to produce CA125
antigen, especially in the presence of sarcomatous overgrowth.
With these facts, CA125 antigen may be useful as a prognostic
factor because it may represent an indirect marker of
sarcomatous overgrowth.

Conclusions: CA125 may be useful for follow-up of ovarian
adenosarcomas. Elevated CA125 antigen in adenosarcomas
of the ovary may be indicative of sarcomatous overgrowth and
poor prognosis.
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Introduccioén

Los adenosarcomas miillerianos son tumores raros.* Desde su
descripcion por Clementy Scully en 1974,2 se han descrito 50 de
origen ovérico.>

El antigeno asociado al cancer-125 (Ca-125 por sus siglas en
inglés) es una glucoproteina de alto peso molecular producida a
partir de células normales de diferentes tejidos originados del
epitelio celémico. Su elevacion se ha encontrado asociada a di-
ferentes patologias, y ha demostrado utilidad clinica en el cAncer
epitelial de ovario.#4

De las series encontradas en la literatura acerca de adenosar-
comas millerianos, s6lo se ha descrito la relacion de estos tu-
mores con la elevacion del Ca-125 en ocho casos de diferente
Origen_7-9,11,15-17

Se presenta un caso de adenosarcoma ovarico asociado con
elevacion del Ca-125 sérico, con revision de la literatura.

Caso clinico

Mujer hispana de 42 afios, nulipara, quien acudié a consulta
oncoldgica en septiembre de 2005 por el hallazgo incidental de
tumor en el ovario.

Al examen fisico se encontrd paciente con obesidad, en quien
a la palpacion abdominal se identificé tumor abdominopélvico
de 20 cm aproximadamente, movible, no doloroso, de bordes
indefinidos. Al tacto vaginal se encontr6 tumor en fondo de saco
que no permitia delimitar el Utero ni los ovarios.

El ultrasonido pélvico mostr6 tumor heterogéneo de 12 cm,
sin poder determinar de qué ovario se originaba; Utero con endo-
metrio normal y escaso liquido libre en la cavidad abdominal.

La biometria hematica, la quimica sanguinea y las pruebas
de funcion hepatica se encontraron en limites normales. El nivel
sérico del antigeno Ca-125 fue de 1,100 U/ml. La radiografia de
térax se encontr6 normal.

A la paciente le fue realizada laparotomia exploratoria, en-
contrando tumor dependiente de ovario derecho, de consistencia
blanda, color blanquecino grisaceo, de 12 cm en su didmetro
mayor, asociado a focos de endometriosis; ovario izquierdo de
apariencia normal y Gtero con mioma en el fondo de 5 cm, el
cual también se encontraba adherido al tumor. Se realiz6 lavado
peritoneal, histerectomia extrafacial, salpingo-ooferectomia bi-
lateral, muestreo ganglionar pélvico bilateral, omentectomia par-
cial y biopsias de peritoneo parietal.

Patologia

El ovario derecho pes6 350 g y midié 11 x 5 x5 cm. La superficie
externa era lisa, blanca nacarada. Al corte se aprecio cavidad quis-
tica Unica parcialmente ocupada por lesién solida de 9 x5 x5 cm,
de superficie polipoide, café rosacea y blanquecina, deleznable,
con areas de necrosis y hemorragia. Al corte mostr6 patron de
zonas nodulares de color café claro y blanco, semifirmes, con al-
gunos quistes hasta de 0.7 cm. Se observé ovario residual de 2 x
1.4 cm (figura 1). El ovario izquierdo de 5 x 4 x 2.5 cm, tanto
externamente como al corte con aspecto quistico, con pared de
0.2 cm, internamente lisa y con contenido achocolatado. La neo-
plasia ovérica mostro histoldgicamente masas de aspecto polipoi-
de, en un patron bifasico y nodular, caracterizadas en su centro por
glandulas medianas o pequefias revestidas por epitelio tubarico o
endometrial, no atipico, mismo que cubri6 externamente las for-
maciones papilares. Alrededor de las glandulas prolifer6 estroma
fusocelular atipico de bajo grado, focalmente de grado intermedio

Figura 1. Acercamiento de la neoplasia; es prominente el
patrén nodular del lado derecho y la presencia de quistes.

Figura 2. Glandulas con epitelio benigno y presencia de es-
troma atipico (microfotografia 112x).
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Figura 3. Detalle del estroma sarcomatoso homologo malig-
no periglandular (microfotografia 180x).

con anisonucleosis y células multinucleadas de aspecto histiociti-
co (figura 2).

En las zonas con mayor actividad mitésica no se contaron
mas de 5 mitosis en 10 campos con el objetivo de 40x. Este
componente estromal representé mas de 25 % del tumor. Se con-
firmaron las areas de hemorragia y necrosis. En los maltiples
cortes no se observaron componentes heter6logos (figura 3).

El ovario contralateral mostré quiste siderofagico compatible
con endometriosis quistica.

El resto del material enviado (lavado peritoneal, trompas, Gte-
ro, biopsias de peritoneo y ganglios iliacos) no presento altera-
ciones de relevancia.

El diagnostico del tumor fue adenosarcoma de ovario dere-
cho, homélogo.

Seguimiento

La paciente fue etapificada como un estadio clinico 1A, con so-
brecrecimiento sarcomatoso. El antigeno Ca-125 volvid a su ni-
vel normal en suero inmediatamente después de la cirugia.

Se decidid continuar el tratamiento con hormonoterapia utili-
zando medroxiprogesterona. No se administr6 ningun otro tipo
de terapia adyuvante.

Luego de 16 meses de seguimiento, la paciente se encontraba
libre de enfermedad y con niveles séricos de Ca-125 normales.

Discusioén

La clasificacion de los tumores del ovario de la Organizacion
Mundial de la Salud incluye a los tumores endometrioides entre
los tumores epitelioestromales de la superficie. En ellos se apre-
cian elementos epiteliales, estromales 0 ambos, y asemejan a las
neoplasias encontradas con mayor frecuencia en el endometrio.

Igual que las demés neoplasias del epitelio superficial del ova-
rio, pueden ser benignos, limitrofes (borderline) y malignos.®

Dentro de las neoplasia malignas se incluyen el adenosarco-
ma, el tumor mixto mesodérmico (milleriano) maligno o carcino-
sarcoma, y el sarcoma estromal endometrioide. Los dos primeros
pueden ser homélogos o heter6logos. Homélogo significa que los
derivados mesenquimatosos son los habituales para el érgano;
heterdlogo se refiere a la presencia de derivados mesodérmicos
no habituales en el érgano (cartilago, hueso, grasa, musculo es-
triado, etc.).:®

La Organizacion Mundial de la Salud define al adenosarco-
ma como un tumor bifésico caracterizado por la proliferacién de
un epitelio de tipo milleriano de apariencia benigna u ocasio-
nalmente con marcada atipa, embebido en o cubriendo un pre-
dominante estroma sarcomatoso.*®

Desde la descripcion de Clement y Scully del patrén histopato-
I6gico del adenosarcoma uterino en 1974,y su primera descripcion
extrauterina por los mismos Clement y Scully en 1978,%° se han
sefialado mdltiples sitios de origen para estos tumores,®11.1517.19-21
siendo el ovario el segundo en frecuencia (hasta 18 % de los
casos).® Aun asi, en nuestro conocimiento, esto representa Uni-
camente 51 casos reportados, incluyendo el actual.

Macroscopicamente miden alrededor de 10 cm de didmetro,
algunos con superficie externa lisa, otros muestran, como su con-
traparte uterina, masas polipoides exofiticas y anchas proyeccio-
nes papilares. Al corte son de color café medio, con zonas de
necrosis y hemorragia y presencia de pequefios quistes. La su-
perficie de corte es esponjosa y multiquistica. Su contenido li-
quido es claro o amarillento. Los tumores mas grandes pueden
presentar zonas de hemorragia.32?

Histol6gicamente se aprecia un patrén en forma de hojas simi-
lar al del tumor filodes de la mama, se observan hendiduras o
quistes o escasas glandulas a veces con luces alargadas y distor-
sionadas, revestidas por algun tipo de epitelio benigno o atipico
de estirpe mlleriana, por lo general endometrial, a veces con pseu-
doestratificacion e hipercromasia nuclear. Estas estructuras glan-
dulares estan atrapadas en un componente sarcomatoso muy abun-
dante, de apariencia similar al estroma endometrial o fibromatoso
que recuerda las neoplasias del estroma. Ocasionalmente puede
contener otros elementos heter6logos (cartilago, hueso).t*2

El componente sarcomatoso en forma caracteristica esta con-
densado alrededor de las glandulas, con mayor grado de atipia,
por lo general leve, aunque este hallazgo puede variar entre tu-
mores, y mayor cantidad de mitosis que el resto del estroma.t32?

Las mitosis se han descrito en un rango muy amplio, desde 2
hasta mas de 40 por 10 campos con el objetivo de 40x.%

Debe establecerse diagnéstico diferencial con adenofibromas,
endometriosis polipoide, tumores de cordones sexuales-estroma-
les, y sarcomas del estroma endometrial.*

Se ha propuesto una derivacion embriol6gica comin a partir
del epitelio celdmico, tanto para el epitelio peritoneal como para
los tejidos miillerianos del tracto genital, lo cual puede explicar la
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Cuadro I. Informes en la literatura sobre casos de adenosarcomas
asociados con elevacién de los niveles séricos de Ca-125

Ca-125 Sérico (U/ml)

Autor Origen Pretratamiento Postratamiento

Inoue Ovario 354 17
Vagina 130 60

Fukunaga Ovario 1100 NR

Hirakawa Ovario 930 7.4

Gollard Peritoneal 45 0

Ostor Saco de Douglas 425 NR

Hines Peritoneal 824 6

De Jonge Peritoneal > 190 NR

Recinos Ovario 1100 16

NR = no reportado.

existencia de los adenosarcomas extrauterinos. Este origen celo-
mico les brinda la capacidad de producir antigeno Ca-125.72021

El cuadro | muestra los datos de los casos de adenosarcomas
en los que se reportaron niveles de antigeno sérico Ca-125, in-
cluyendo el presente caso, tanto antes como después del trata-
mient0_7-9,11,15-17

Es importante mencionar que en los casos reportados por
Inoue y Fukunaga se describe también el patron de elevacion
del Ca-125 al presentarse recurrencia del tumor.”®

Los adenosarcomas ovaricos muestran un comportamiento
agresivo a diferencia de sus contrapartes uterinos, los cuales tie-
nen comportamientos mas indolentes y menor frecuencia de so-
brecrecimiento del componente sarcomatoso.2285 Este se defi-
ne como la presencia del componente sarcomatoso en més de
25 % de la muestra y representa un factor de mal prondstico en
este tipo de tumores 3172526

En el caso objeto de este reporte, llama la atencidn la coexis-
tencia en el ovario contralateral de un quiste siderofagico com-
patible con endometriosis quistica. No hay manera de saber si
también en el ovario con adenosarcoma haya preexistido endo-
metrio. Recientemente se ha postulado para las lesiones de loca-
lizacion endometrial, un origen comun a partir de las células
estromales endometriales. La transformacion maligna de bajo
grado Unicamente del estroma originaria los sarcomas del estro-
ma endometrial y con la asociacion de epitelio benigno, los ade-
nosarcomas; en caso de la transformacién de alto grado se ten-
drian los sarcomas y en caso de coexistir epitelio benigno, los
adenosarcomas con sobrecrecimiento sarcomatoso.?’

Nuestro caso llend los criterios requeridos para el diagnosti-
co histoldgico de adenosarcoma, presentando ademas un sobre-
crecimiento del patrén sarcomatoso,®% lo cual, segun se ha
descrito previamente, se asocia con mal pronéstico.

Otro factor importante que encontramos en este caso es el
haber sido diagnosticado en un estadio clinico temprano, a dife-
rencia de todos los casos reportados previamente, donde los es-

tadios eran avanzados, esto hace mas dificil las decisiones clini-
cas de tratamiento, en especial en el campo del tratamiento adyu-
vante. Lo poco reportado en la literatura no muestra beneficio al
usar quimioterapia o radioterapia adyuvante, el Gnico caso que
utilizo tratamiento adyuvante fue el reportado por Hines,* don-
de se emple6 medroxiprogesterona y hubo respuesta parcial im-
portante del tumor. Por esto se decidi6 utilizarla en nuestro pa-
ciente, que a pesar de estar en un estadio clinico temprano mos-
tré sobrecrecimento sarcomatoide, lo cual implica un probable
mal prondstico.

Se ha postulado la relacién entre el incremento del Ca-125
sérico y la presencia de sobrecrecimiento sarcomatoso, lo cual
también explica la elevacion de este antigeno en nuestro caso.”

Conclusioén

Con base en la literatura especializada, sugerimos se realice la
determinacion del nivel sérico de antigeno Ca-125 en las pa-
cientes con adenosarcomas mllerianos de ovario, ya que éste
podria representar en forma indirecta la presencia de sobrecreci-
miento sarcomatoso como factor de mal prondstico, ademas de
ser utilizado en el seguimiento para la deteccion de recurrencia
tumoral.
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