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Torsion testicular en conducto inguinal con hernia
recidivante en paciente con sindrome de insensibilidad
androgénica completa («testiculo feminizante»)
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Luis Gerardo Dominguez Carrillo,* Juan Carlos Mayagoitia Gonzalez*

Introduccion: El hallazgo de un testiculo con torsién aguda a
nivel del anillo inguinal profundo es poco comun durante una
hernioplastia. El sindrome de insensibilidad androgénica o
«testiculo feminizante» es una enfermedad genética de caracter
recesivo ligado al cromosoma X, caracterizada por resistencia
de los tejidos diana a la accion de las hormonas masculinas,
impidiendo el desarrollo masculino normal de los genitales de
los individuos genéticamente varones (46, XY). Se presenta el
caso de una hernia inguinal recidivante con torsion testicular en
anillo inguinal profundo. Caso clinico: Paciente fenotipicamente
femenina de 36 afos. Amenorrea primaria. Antecedentes de
cirugia a los dos meses de edad por tumor en labio mayor iz-
quierdo y hernioplastia inguinal derecha hace tres anos. Acude
a urgencias por dolor pungitivo en fosa iliaca y region inguinal
derechas, con aumento progresivo de intensidad, acompanado
de nauseay vomitos. Exploracion con dolor a la presion de fosa
iliaca derecha, signos de McBurney y Blumberg negativos, tumo-
racion palpable de 3.5 x 2.5 cm en region inguinal derecha muy
dolorosa a la presion, fija y no reductible, genitales externos sin
alteraciones, leucocitos de 12,000. Tomografia abdominal mos-
trando: Ausencia de Utero, ovarios y anexos, tumoracion de 3.5 x
2.5 cm en region de conducto inguinal derecho. Con diagndstico
de hernia inguinal derecha recidivante estrangulada se realiza
cirugia laparoscopica diagnostica, encontrando hematoma en
anillo inguinal interno y torsion de testiculo derecho dentro del
anillo. Se realiza orquiectomia y hernioplastia tipo TAPP con
malla de polipropileno pesado. En el posoperatorio se solicitd
cariotipo y cromatina con resultados de 46, XY y ausencia de
corpusculos de Barr, respectivamente.

Palabras clave: Sindrome de insensibilidad androgénica,
testiculo feminizante, hernia inguinal, hernioplastia inguinal,
torsién testicular, orquiectomia.

Introduction: The finding of a testicle with acute torsion at the
level of the deep inguinal ring is uncommon during a hernia
repair. The androgen insensitivity syndrome or «feminizing
testicle» is a recessive genetic disorder linked to chromosome
X; it is characterized by the resistance of the target tissues to
the action of male hormones, preventing normal male genitalia
development of genetically male individuals (46, XY). We present
the case of a recurrent inguinal hernia with testicular torsion in
the inguinal canal. Case report: This is a phenotypically female
patient of 36 years. Primary amenorrhea. A clinical history of
surgery at two months of age due to a tumor in the left upper
lip and right inguinal hernia repair three years ago. Seen at the
emergency room for inguinal and right lower quadrant throbbing
pain, progressive and increasing in intensity, accompanied by
nausea and vomiting. Physical examination: Pain with pressure
on the right lower quadrant and inguinal region with negative
McBurney and Blumberg, a palpable mass of 3.5 x 2.5 cm on
right inguinal region, extremely painful with pressure, fixed and
not reducible, external genitalia without abnormalities, leukocytes
count reported of 12,000. Abdominal tomography showing:
Absence of uterus, ovaries and other female annexes, and a
3.5 x 2.5 cm mass in the right inguinal canal. With a diagnosis
of strangulated recurrent right inguinal hernia. Then a diagnostic
laparoscopic surgery was performed, finding a hematoma in
the internal ring of the inguinal canal and torsion of the right
testicle inside the internal ring. Orchiectomy and a TAPP hernia
repair with heavy polypropylene mesh were performed. In the
postoperative period, karyotype and chromatin were requested
with a 46, XY and absence of Barr corpuscles results.
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INTRODUCCION

El hallazgo de un testiculo con torsién aguda a nivel del
anillo inguinal interno simulando una hernia estrangulada
es sumamente raro, y es mas complejo atin el hacer pre-
viamente un diagndstico diferencial de este tipo, cuando
el paciente a tratar es de fenotipo femenino.

El sindrome de insensibilidad androgénica (SIA), descrito
inicialmente como testiculo feminizante' por Morris? en
1953, es una enfermedad genética de cardcter recesivo
ligada al cromosoma X, que se caracteriza por la resistencia
de los tejidos diana a la accién de las hormonas masculinas,
impidiendo el desarrollo masculino normal de los genitales
internos y externos de los individuos genéticamente varo-
nes (46, XY), originado por una mutacién en el gen que
codifica el receptor de andrégenos (AR), localizado sobre
el cromosoma X, a nivel Xq11-q12 descrito por el grupo de
Brown® en 1989. Su prevalencia se estima en un caso por
cada 20,000 a 64,000 recién nacidos varones (con cariotipo
46, XY) para los SIA completos.* Su diagnéstico requiere
de examen fisico, hormonal y genético, dependiendo su
diagnéstico diferencial de la edad del paciente.

Se presenta el caso de paciente fenotipicamente fe-
menina con cuadro agudo abdomino-inguinal catalogado
como hernia inguinal recidivante estrangulada, resuelto por
abordaje laparoscopico, en el que se llego al diagnostico
final de SIA.

PRESENTACION DEL CASO

Paciente fenotipicamente femenina de 36 afos, con
antecedentes de cirugia a los dos meses de edad en
genitales externos por tumor en labio mayor izquierdo,
colocacion de implantes mamarios a la edad de 25
anos y hernioplastia inguinal derecha hace tres afos sin
especificar hallazgos ni tipo de plastia. Refiere no haber
menstruado nunca. Acude a emergencias por un dolor
pungitivo en fosa iliaca y region inguinal derechas, con
aumento progresivo de intensidad, acompanado de hipo-
rexia, ndusea, vomitos y aumento de volumen en region
de ingle derecha. A la exploracién: IMC 23.8; FC 90 I/
min; FR 20 r/min, TA 130/80 mmHg; temperatura 37.5;
abdomen plano, peristalsis disminuida, dolor a la presion
de fosa iliaca derecha, signos de McBurney y Blumberg
negativos. Tumoracién palpable de 3.5 x 2.5 cm en regi6n
inguinal derecha de consistencia dura, muy dolorosa a la
presion, fija a planos profundos y no reductible. Genitales
externos sin alteraciones, tacto rectal doloroso en fondo de
saco derecho. Se solicitaron exdmenes de laboratorio que
mostraron leucocitosis de 12,000. Tomografia computada
de abdomen en la que se observé ausencia de ttero, ova-
rios y anexos, una tumoracién sélida de 3.5 x 2.5 cm en
conducto inguinal derecho (Figura 7). Con el diagnéstico
de hernia inguinal derecha recidivante y estrangulada, se
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programo para realizar cirugia laparoscépica diagnéstica
y terapéutica.

Técnica quirargica

Bajo anestesia general se efectué neumoperitoneo con
aguja de Veress, colocando tres puertos, uno de 10 mm
umbilical para éptica y dos de 5 mm, uno a nivel de ci-
catriz umbilical en linea medio axilar derecha y el otro
contralateral en el lado izquierdo como puertos de traba-
jo. Se realizé revisién de cavidad, encontrando minima
cantidad de material liquido de aspecto serohemadtico en
region pélvica. Se corroboré ausencia de Gtero y anexos.
En region inguinal derecha se aprecié defecto herniario
indirecto (lateral a vasos epigdstricos), de aproximadamente
6 cm con presencia de hematoma protruyendo en anillo
interno (Figura 2). Con maniobra de presién externa y
traccion con grasper se redujo el hematoma, acompanado
de una tumoracién isquémica que corresponde a testiculo
con torsién de 360° distinguiéndose proximalmente un
elemento que corresponde a conducto deferente. Se de-
cidié por los datos isquémicos de dicha estructura realizar
la orquiectomia a un nivel previo a la torsién con el uso
de energfa ultrasonica y grapas de silastic para el pediculo
(Figura 3). No se encontré testiculo del lado izquierdo,
aunque si se identificé conducto deferente de ese lado. Para

Figura 1. A) Tomografia computada de pelvis, corte axial, en la
que se observa: Ausencia de ttero, ovarios y anexos, B) corte axial
mostrando tumoraciéon de 3.5 x 2.5 cm en conducto inguinal de-
recho (flecha).
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la reparacion del defecto herniario se realizaron maniobras
para una técnica TAPP, levantando un colgajo peritoneal,
reduccion del saco herniario ya sin contenido y colocacién
de malla de polipropileno pesado preformada. La malla
se fij6 con cuatro grapas metdlicas, realizando cierre de
colgajo peritoneal posteriormente. Se revis6 hemostasia y
se retiraron puertos laparoscopicos (Figura 4).

El posoperatorio cursé sin complicaciones, egresandose
del hospital a las 24 horas en buenas condiciones genera-
les. El estudio de patologia de la pieza quirtrgica reporté
testiculo atréfico con areas de necrosis y hemorragia. Se
solicité en el posoperatorio cariotipo y cromatina con
resultados de 46, XY y ausencia de corpdsculos de Barr,
respectivamente. Se canaliz6 al Servicio de Endocrinologia
y Genética.
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DISCUSION

La torsion testicular aguda ocurre por lo general dentro de
la bolsa escrotal o a nivel del conducto inguinal en casos
de criptorquidia. Encontrar esta entidad, simulando una
hernia inguinal estrangulada, no es comin y aGn menos
cuando el paciente es fenotipicamente una mujer. No
encontramos alglin antecedente o reporte de caso clinico
con estas caracteristicas.

El sindrome de insensibilidad a los andrégenos se pre-
senta cuando un individuo genéticamente masculino (46,
XY) es resistente a los andrdgenos; fenotipicamente su
presentacion es variable, pero lo mas frecuente es que el
individuo se manifieste como mujer, como en el presente
caso reportado, que cursa con amenorrea primaria y pre-

Figura 2.

A) Imagen de un hematoma den-
tro del defecto herniario indirecto
de la ingle derecha, B) se aprecia
en la parte inferior derecha de la
imagen el trayecto que correspon-
de a conducto deferente.

Figura 3.

A) Imagen que muestra la estruc-
tura herniada ya reducida a la ca-
vidad, mostrando testiculo atréfico
con torsién a nivel de su cordén
espermatico corto, B) momento
del engrapado y corte del cordén
espermatico para la orquiectomia.

Figura 4.

A) Imagenes de cirugia laparosco-
pica mostrando vejiga y fondo de
saco de Douglas sin presencia de
atero y anexos, B) colocacién final
de la malla para cubrir el defecto
herniario indirecto de la ingle con
hernia recidivante.
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sencia de testiculos en lugar de ovarios.” La enfermedad es
debida a una mutacioén en el gen que codifica al receptor
de andrégenos® (AR). La accion ejercida por la hormona
antimulleriana (AMH) durante el desarrollo embrionario es
la regresion de los conductos de Miiller, por lo que existe
ausencia de Gtero, trompas y parte superior de la vagina,
a su vez se inhibe el desarrollo de los conductos de Wolf,
por lo que no existe virilizacién de los cuerpos cavernosos;
por ello no hay pene ni desarrollo de las bolsas escrotales,
conservandose la parte inferior de la vagina, la cual se
origina del seno urogenital.®

En cuanto a la clasificacién de los tipos de sindrome
de insensibilidad a los andrégenos (SIA), existen al menos
tres grupos: SIA completo, SIA parcial o incompleto y SIA
leve. El SIA completo impide el desarrollo del pene y otros
6rganos masculinos, con lo cual el niflo nace con apariencia
femenina. El SIA incompleto se presenta de forma variable
y se le ha denominado sindrome de Reifenstein, el cual se
asocia con ginecomastia en los hombres e incapacidad de
uno o ambos testiculos para descender al escroto después
del nacimiento (criptorquidia) e hipospadias.

Epidemiol6gicamente, el SIA es una enfermedad rara
y se estima un caso de SIA completo por cada 20,000 a
64,000 recién nacidos varones,® no se conoce la prevalen-
cia para las formas incompletas; el informe de Orphanet de
2012 menciona prevalencia de13 casos por cada 100,000
habitantes.

En el SIA completo no existe respuesta a los andrégenos
y se produce un desarrollo genital externo femenino nor-
mal, por lo que se educan como mujeres, y la identidad e
inclinacién sexual no se ven afectadas,” ya que sus géna-
das son testiculos azoospérmicos de localizacion variable,
aunque es frecuente que se asienten en los conductos
inguinales como en el caso que se presenta. Lo habitual es
diagnosticar el SIA completo cuando transcurre la pubertad
sin menstruaciones (amenorrea primaria)® o incluso mas
tarde, cuando se consulta por esterilidad, en individuos
que han sido educados como nifias y han alcanzado la
pubertad con desarrollo mamario adecuado. El SIA se ha
descrito en mujeres con desarrollo mamario normal y de
estatura elevada, de pelo femenino y sin calvicie.

En cuanto al diagnéstico, ademas del interrogatorio,
se requiere: Examen fisico, hormonal y genético, lo mas
detallado y precoz posible si se trata de SIA incompleto,
siendo imprescindible para la asignacion del sexo, para la
recomendacion de tratamientos que prevengan sus com-
plicaciones y para emitir un correcto consejo genético.

El perfil hormonal del paciente con SIA completo mues-
tra que los niveles de testosterona se elevan en la puber-
tad, también aumentan los niveles de LH, lo que sugiere
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resistencia androgénica a nivel hipotalamico-hipofisario;
por lo tanto, el perfil hormonal del SIA, seglin niveles de
referencia para varones es: LH aumentada, testosterona
normal o ligeramente alta, estradiol aumentado y FSH
normal o elevada.’

Los estudios de imagen ultrasonido y tomografia compu-
tada pueden mostrar una vagina corta, la ausencia de Gtero
y otros restos de los conductos de Mdiller o de Wolff. Dado
que las génadas serdn siempre testiculos, éstos se pueden
encontrar en cualquier localizacién, desde el abdomen has-
ta los labios mayores/escroto, aunque lo mas frecuente es
detectarlos en la region inguinal (en el caso que se presenta,
la tumoracion en el labio mayor izquierdo mencionada en
antecedentes probablemente correspondié a un testiculo
en esa ubicacion). Con todo, al diagnéstico de confirmacién
de SIA se llega con la determinacion del defecto molecular
en el gen AR. Actualmente se han descrito andlisis o signos
ecogréficos que pueden identificar fetos con SIA si existe
antecedente de un hermano o familiar afectado.™

El diagnostico diferencial dependerd de la edad al diag-
nostico: En el RNy durante la infancia podemos estable-
cerlo con otras formas de anomalias de la diferenciacién
sexual (ADS) con cariotipo 46, XY (entre ellas, las disgene-
sias gonadales, la aplasia de células de Leydig, los déficit
enzimaticos testiculares y el déficit de 5-a-reductasa),
en el/la adolescente con amenorrea primaria podemos
establecerlo con las otras formas de ADS 46, XY o con
los sindromes de Mayer-Rokintansky-Kuster-Hauser o de
Kallman (cuando el cariotipo es 46, XX) o con el sindrome
de Turner.

El manejo debe ser la bisqueda de los testiculos,
los cuales generalmente se encuentran en el conducto
inguinal y efectuar orquiectomia de preferencia por via
laparoscopica como lo recomiendan Larios y Alvarez en
sus respectivos reportes.'? La hormona antimiilleriana
estd elevada previa a la cirugfa y disminuye de manera
importante posterior a la cirugfa;® el riesgo de degenera-
cién maligna de la génada es bajo en la infancia y durante
la pubertad, por lo que la cirugia debe efectuarse antes
de llegar a la etapa adulta.’™"

CONCLUSIONES

El hallazgo de un testiculo con torsién a nivel inguinal
simulando una hernia estrangulada es sumamente raro y
por lo general serd un hallazgo transoperatorio. El sindro-
me de insensibilidad androgénica completo es un cuadro
infrecuente, que en el adulto se presenta en individuos
fenotipicamente femeninos y genotipo masculino (46, XY)
que cursan con amenorrea primaria.
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