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RESUMEN

Existen pocos casos de leiomiosarcomas adrenales
confirmados como primarios reportados en la lite-
ratura mundial. Reportamos el caso de un paciente
femenino de 65 afios, con hipertension arterial de
dificil control y dolor abdominal en flanco izquier-
do, a quien se le diagnostic6 un tumor adrenal con-
firmado por ultrasonido, tomografia y resonancia.
Se le realiz6 adrenalectomia abierta izquierda, asi
como reseccion del tumor. El estudio histopatologi-
coreportd leiomiosarcoma adrenal primario de alto
grado de malignidad. El leiomiosarcoma adrenal
primario es un tumor poco frecuente, por lo gene-
ral asintomadtico y hallazgo radiolégico incidental.
Su diagnéstico definitivo es histopatolégico. En ge-
neral no existe un tratamiento internacionalmente
aceptado por su baja incidencia; sin embargo, lo
mds recomendado es la reseccion total de la neo-
plasia y un seguimiento estricto de los pacientes.

Palabras clave: leiomiosarcorma adrenal primario,
tumor de la gldndula suprarrenal.

SUMMARY

Very few adrenal leimyosarcomas had been described
in literature, and confirmed as primary tumors.
We report a case of a 65 year-old woman, with sys-
temic hypertension, and abdominal pain in the left
flank, with diagnosis of adrenal mass confirmed by
abdominal ultrasound, tomography and magnetic
resonance. She was treated with open adrenalectomyy.
The pathologic report revealed a highly grade prima-
ry adrenal leimyosarcoma. This is very rare tumor,
generally asymptomatic, and a radiological finding.
Usually the final diagnosis is pathological. Since no
treatment has been internationally accepted, we rec-
ommend total resection of the tumor and a strict fol-
low up of the patients.

Key words: primary adrenal leiomiosarcoma, tu-
mor of the adrenal gland.
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OBJETIVO

Presentar un caso de leiomiosarcoma suprarrenal
de alto grado de malignidad y revisar la literatura
respecto al tema.

INTRODUCCION

Los tumores de tejidos blandos son proliferaciones
mesenquimatosas, extraesqueléticas, en tejidos
no epiteliales, excluyendo a visceras, meninges y
sistema linforeticular. Se clasifican segtn el tejido
que afectan (musculo, grasa, tejido fibroso, vasos
sanguineos o nervios).! Se presentan en 40% en
extremidades inferiores, 20% en extremidades su-
periores, 10% en cabeza y cuello, y 30% en térax
y retroperitoneo. Su incidencia es dificil de deter-
minar, ya que muchas lesiones benignas nunca se
operan. Se estima que la relacion entre lesiones be-
nignas y malignas es de 100:1. En Estados Unidos
se diagnostican aproximadamente 8000 sarcomas
por afio (0.8% de neoplasias invasivas) causando
2% de todas las muertes por cancer.!

El comportamiento tumoral dependerd del grado
de diferenciacion, nimero de mitosis, celularidad,
pleomorfismo, extensién de necrosis tumoral, tama-
fio, profundidad y etapa tumoral.** Los sarcomas de
alto grado tienen un riesgo de enfermedad metastd-
sica de 80% cuando el tumor mide mds de 20 cm y
de 30% cuando mide mas de 5 cm, siendo los sitios
mads frecuentes higado, pulmoén y hueso. En general,
la sobrevida reportada a 10 afios es de 40%."3*

PRESENTACION DEL CASO

Paciente femenino de 65 afios, originaria y residen-
te de Oaxaca, con antecedente de hipertension arte-
rial de un afio de evolucién de dificil control. Inicia
su padecimiento cuatro meses previos a su ingreso
al presentar dolor abdominal tipo célico, de intensi-
dad progresiva hasta 10/10 en flanco izquierdo, sin
irradiaciones con ndusea y vomito asociado. A la
exploracion fisica se observa giordano izquierdo,
sin masas ni visceromegalias palpables. A su ingre-
so el examen general de orina reporta leucocituria.
El ultrasonido renal con masa hipoecoica de 3.71
cm, medial al polo superior izquierdo (Figura 1).
La tomografia abdominal muestra lesién depen-
diente de la suprarrenal izquierda, homogénea e

hipercaptante de 3.6 x 5 cm (Figura 2). La resonan-
cia magnética confirma masa hiperintensa en T2
(Figura 3). No involucra estructuras adyacentes. Se
realizan perfiles hormonales y estudios especiales
en sangre y orina descartando tumor funcional. Se
realiza adrenalectomia por lumbotomia izquierda,
con control vascular adrenal y diseccion de estruc-
turas adyacentes. Sin complicaciones transopera-
torias o postoperatorias. El estudio histopatolégico
reporta leiomiosarcoma adrenal primario de alto
grado de malignidad (Figuras 4-7).

CASUISTICA

Las neoplasias primarias del mesénquima adrenal
pueden ser benignas, entre las que se encuentran
los hemangiomas cavernosos, hemangiomas capi-
lares, lipomas, neurofibromas, tumores adenoma-
toides yleiomiomas de venas adrenales, o malignas
como los sarcomas.*?

Entre los sarcomas que se originan en la glan-
dula suprarrenal se han descrito: angiosarcomas,
leiomiosarcomas y tumores malignos de vaina ner-
viosa periférica.

Los leiomiosarcomas adrenales son poco fre-
cuentes y existen pocos casos reportados en la li-
teratura mundial, de los cuales tres se han asociado
con el sindrome de inmunodeficiencia adquiri-
da.2®>® En la literatura revisada no se encontré nin-
glin otro factor etiolégico comtn entre los casos.

COMENTARIO

El rango de edad de los pacientes varia de 29 a 68
afos, sin una predileccién por el género. El tamafio
tumoral reportado en los diversos casos va de 0.8 a
25 cm., tampoco existe predominio de lado afec-
tado.’ En el actual caso, la edad de la paciente era
de 65 afios, el leiomiosarcoma dependia de la su-
prarrenal izquierda y media 5.5 cm en su didmetro
mayor, con un peso de 75 g. Por lo general, la pre-
sentacion clinica se caracteriza por masas firmes,
de grandes dimensiones, asintomdticas. Cuando
llegan a causar sintomas, éstos son secundarios a
compresién, siendo el méas frecuente el dolor (10
a 60%).>!! En los casos reportados, sélo uno pre-
sent6 hemorragia espontdnea.'? Comtnmente son
hallazgos radioldgicos incidentales.
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Figura 1. US renal masa hipoecéica de 3.71 cm, medial al polo
superior del rifién izquierdo.
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Figura 2. TAC simple y contrasta muestra de lesién dependiente de
la suprarrenal izquierda, homogénea e hipercaptante de 3.6 x5 cm.
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Figura 3. La resonancia magnética confirma masa hiperintensa
en T2. No involucra estructuras adyacentes.

Figura 4. Superficie externa del tumor, multilobulado, bien deli-
mitado, que comprime la glandula suprarrenal.

Figura 5. Haces de células fusiformes con varias mitosis (40x).
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Figura 6. Células de leiomiosarcoma con atipia y pleomorfismo
(40x).

DISCUSION

El diagnéstico diferencial de estos tumores se lleva
a cabo con otras neoplasias de células fusiformes
como carcinoma metastdsico, histiocitoma fibro-
so maligno, carcinoma renal sarcomatoide, mela-
nomamaligno, tumores del estroma gastrointestinal,
rabdomiosarcoma pleomérfico, fibrosarcoma y leio-
miosarcoma retroperitoneal.'’ El diagndstico defini-
tivo es patoldgico, la mayoria de los casos muestran
una proliferacién de haces entrecruzados de células
fusiformes, con pleomorfismo nuclear de modera-
do a intenso (en forma de cigarro) e indice mité6tico
que varia de 5 a 15 mitosis por 10 campos de gran au-
mento.® Se ha llegado a reportar necrosis y hemorra-
gia."? En relacién con inmunohistoquimica se han
reportado anticuerpos a vimentina, actina, actina
alfa de musculo liso y desmina.'

En el caso de nuestra paciente se observaron
haces de células fusiformes con multiples mito-
sis, atipia y pleomorfismo, intensamente positivas
para actina alfa de musculo liso, lo que nos sugie-
re un origen vascular de la neoplasia. El origen de
los leiomiosarcomas primarios adrenales no se ha
determinado. En la literatura mundial se ha pro-
puesto que éstos se originan del musculo liso de
las paredes de los vasos, en especifico con las venas
adrenales.!%'31

Algunos casos se han asociado con infeccién
por virus de Epstein Barr en pacientes inmuno-

Figura 7. Células neopldsicas intensamente positivas para actina
alfa de musculo liso.

comprometidos. Para su estatificacion se ha utili-
zado el TNM para sarcomas.®

La base del tratamiento es quirudrgica con la com-
pleta reseccion del tumor. Se ha reportado la utili-
zacién de quimioterapia (antraciclina, ifosfamida, y
doxorrubicina).***!" En dos casos se reporté la utili-
zacién de cirugia yradioterapia.>!! En general, la evo-
lucion de los pacientes es mala con una mortalidad
aproximada de 50%. Nuestra paciente ha evolucio-
nado satisfactoriamente a 12 meses de seguimiento,
sin datos de actividad tumoral clinico radiolégica.

CONCLUSIONES

El leiomiosarcoma adrenal primario es un tumor
poco frecuente, por lo general asintomético y ha-
llazgo radiolégico incidental. Su diagnéstico defi-
nitivo es histopatolégico. Asimismo, no existe un
tratamiento internacionalmente aceptado por su
baja incidencia; sin embargo, lo més recomenda-
do es la reseccion total de la neoplasia y un segui-
miento estricto de los pacientes.

BIBLIOGRAFIA

1. Angervall L, Kindblom LG. Principles for pathologic-
anatomic diagnosis and classification of soft-tissue
sarcomas. Clin Orthop Relat Rest. 1993;289:9-18.

Rev Mex Urol 2007; 67(3): 160-164

163



Camarena H y cols. Leiomiosarcoma adrenal primario.

. Zetler PJ, Filipenko JD, Bilbey JH, Schmidt N. Prima-
ry adrenal leiomyosarcoma in a man with acquired
immunodeficiency syndrome (AIDS). Arch Pathol
Lab Med. 1996;120(9):797-8.

. Lack EE, Graham CE, Azumi N, Bitterman P, et al. Pri-
mary leiomyosarcoma of adrenal gland. Case report
with immunohistochemical and ultrastructural stu-
dy. Am J Surg Pathol. 1991;15(9)899-905.

. Oliveira AM, Nascimento AG. Grading in soft tissue
tumors: principles and problems. Skeletal Radiol.
2001;30:543-59.

. Chablé FC, Gonzdlez MA, Garcia MA, Onofre E. Leio-
miosarcoma primario de la gldndula suprarenal.
Informe de un caso y revision de la literatura. Patolo-
gia. 2005;43(2):89-92.

. Boman E Gultekin H, Dickman PS. Latent Epstein-Barr
virus infection demonstrated in low-grade leiomyosar-
comas of adults with acquired immunodeficiency syn-
drome, but not in adjacent Kaposi’s lesion or smooth
muscle tumors in immunocompetent patients. Arch
Pathol Lab Med. 1997;121(8):834-8.

. Balarezo FS, Joshi VV. Proliferative and neoplastic di-
sorders in children with acquired immunodeficiency
syndrome. Adv Anat Pathol. 2002;9(6): 360-70.

. Lujan MG, Hoang MP. Pleomorphic leiomyosar-

coma of the adrenal gland. Arch Pathol Lab Med.
2003;127(1):32-5.

Rev Mex Urol 2007; 67(3): 160-164

10.

11.

12.

13.

14.

15.

Thamboo TP, Liew LC, Rahu GC. Adrenal leiomyo-
sarcoma: a case report and literature review. Patho-
logy. 2003;35(1):47-9.

Choi SH, Liu K. Leiomyosarcoma of the adrenal

gland and its angiographic features: a case report. J
Surg Oncol. 1981;16(2):145-8.

Ferndndez JM, Huéscar AM, Ablanedo P, Rabade CJ,
Pérez Garcia FJ, Rodriguez Martinez JJ, Escaf S. Pri-
mary leiomyosarcoma: A rare tumor of the adrenal
gland. Arch Esp Urol. 1998;51(10):1029-31.

Nakaishi M, Iseda T, Nishio S, ef al. Spontaneous re-
troperitoneal hemorrhage from an adrenal leiomyi-
sarcoma. Nishinihon. J Urol. 1999;61:466-7.

Matsui Y, Fujikawa K, Oka H, Fukuzawa S, Takeuchi
H. Adrenal leiomyosarcoma extending into right
atrium. Int J Urol. 2002;9(1):54-6.

Kato T, Kato T, Sakamoto S, Kobayashi T, Ikeda R,
Nakamura T, Akakura K, Hikage T, Inoue T. Prima-
ry adrenal leiomyosarcoma with inferior vena cava
thrombosis. Int J Clin Oncol. 2004;9(3):189-92.

Cesari S, Avventi P, et al. A case of adrenal vein leio-
myosarcoma: Role of percutaneous biopsy. Radiol
Med. 1992;84(4):481-3.



