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Resumen

Los cistoadenomas hepatobiliares (CB) son tumores quisticos infrecuentes del epitelio
biliar hepatico. Debido a su clinica y pruebas de imagen inespecificas compatibles con
otras lesiones quisticas hepaticas, el diagndstico preoperatorio es dificil. La asociacion de
quiste hepatico y CA 19.9 elevado en suero es altamente indicativa de CB. Se presenta el
caso de una mujer de 62 anos con una lesion quistica hepatica y una elevacion progresiva
del marcador tumoral sérico CA 19.9.

© 2009 AEBM, AEFA y SEQC. Publicado por Elsevier Espana, S.L. Todos los derechos
reservados.

Hepatobiliary cystadenoma and gradual increase in serum marker CA 19.9

Abstract

Hepatobiliary cystadenoma (CB) is a rare cystic tumour of the liver and biliary epithelium.
Because of their clinical and nonspecific imaging tests compatible with other cystic liver
lesions, the preoperative diagnosis is difficult. The association of liver cysts and elevated
serum CA 19.9 is very suggestive of CB. We present the case of a 62 year- old woman with a
cystic liver and a gradual increase in serum tumor marker CA 19.9.

© 2009 AEBM, AEFA y SEQC. Published by Elsevier Espana, S.L. All rights reserved.

Introduccion

Los cistoadenomas hepatobiliares (CB) son tumores quisticos
infrecuentes del epitelio biliar hepatico. Tan sélo constitu-
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yen el 2-5% de las lesiones quisticas hepaticas y se presentan
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tumor puede alcanzar gran tamafno, por encima incluso de
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30cm, sin producir sintomas destacables. Son lesiones con
potencial maligno y del 20-30% de los casos son cistoade-
nocarcinomas'-2.

Su diagndstico preoperatorio es dificil ya que, con
frecuencia, se confunden con otras lesiones quisticas de
mayor prevalencia, como el quiste hidatidico y ciertas
neoplasias. Los resultados de las exploraciones de laborato-
rio, la historia clinica y las imagenes radiologicas deben
orientar hacia su diagnostico®*.

Se presenta un caso de CB en una mujer que tiene un
quiste hepatico en el segmento VI-VII del lébulo derecho,
con una elevacion progresiva del marcador sérico CA 19.9.

Caso clinico

Mujer de 62 ainos con antecedentes de hipertension arterial,
hipercolesterolemia, esteatosis hepatica, estenosis del
canal lumbar y quiste hidatidico hepatico (sin confirmacion
serologica) conocido desde hace afos, en tratamiento con
Baripril® y Lipoescler®™, que ingresa para estudio por
elevacion progresiva de CA 19.9 (719,7kU/L) sin evidencia
de enfermedad de base, encontrada durante el estudio de
un mioma uterino. Realizada la anamnesis, Unicamente
destaca un malestar epigastrico de caracter ocasional sin
otra clinica acompanante. La exploracion fisica es normal.
En la analitica de rutina destacan el valor elevado del
marcador tumoral CA 19.9 (1.408 kU/l) (valor de referencia
inferior a 47kU/l; determinado mediante luminoinmunoa-
nalisis en el analizador Advia Centaur XP) y una hipercalce-
mia en probable relacion con la ingesta de tiazidas, por lo
que se le modifica el tratamiento antihipertensivo retirando
el componente diurético. En la radiografia de torax y
abdomen no se observan hallazgos significativos. En la
resonancia magnética (RM) abdominal se aprecia una lesion
nodular en la glandula suprarrenal izquierda de 2,5cm
compatible con angiomiolipoma, ademas de una lesion
quistica en el lobulo hepatico derecho ya conocida y sin
variaciones significativas con respecto a las exploraciones
previas. Posteriormente, tras los resultados obtenidos por
ecoendoscopia, se ingresa a la paciente para cirugia
programada de tumoracion en la cola del pancreas. En la
intervencion se practica una laparotomia exploradora, en la
que se aprecia una tumoracion de 2cm en la cola del
pancreas de aspecto normal y con biopsia rapida de
caracteristicas benignas. No se evidencian adenopatias. Se
observan una tumoracion solidoquistica en la glandula
suprarrenal izquierda de 3cm, un quiste intrahepatico en
el segmento VI-VIl y un mioma uterino de 4cm de diametro.
Se le practica una esplenopancreatectomia distal y una
suprarrenalectomia izquierda por feocromocitoma.

El postoperatorio transcurre sin complicaciones, y al alta,
los valores de CA 19.9 son de 969kU/l. Se le realizan
analiticas periodicas para el control del CA 19.9 y se observa
que sus concentraciones van en aumento hasta alcanzar un
valor de 6.237kU/L (fig. 1). Tras el Ultimo control del
marcador CA 19.9 (5.600kU/l), se realiza una nueva
ecoendoscopia para el estudio de la lesion quistica hepatica
localizada en el lobulo hepatico derecho, clUpula segmento
VIl de 6 cm. Se le realiza una puncién puncion aspirativa con
aguja fina y se obtiene un liquido espeso en el que se
obtienen unos valores de CA 19.9 superiores a 900.000 kU/L.
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Figura 1

Se programa una cirugia para realizar la reseccion del quiste
hepatico.

El resultado del estudio anatomopatologico es CB. Las
secciones muestran la cavidad quistica revestida por el
epitelio clbico bajo, de apariencia serosa. El epitelio se
apoya sobre la membrana basal y por debajo se observa una
estroma de citogeno similar a la ovarica y una capsula
fibrosa fina. Por técnicas de inmunohistoquimica se observa
que el epitelio muestra el siguiente perfil inmunohistoqui-
mico: fuerte positividad para CA 19.9 (+++), antigeno
epitelial de membrana (AE1) (+), citoqueratina 7 (+),
citoqueratina 19 (+), estrogenos (—) y progesterona (—).

Las concentraciones de CA 19.9 séricas se normalizan en
posteriores controles.

Discusion

Histologicamente, el cistoadenoma es una lesion quistica
multiloculada, con una superficie externa lisa, una pared
delgada y un revestimiento interno liso. Microscopicamente,
los cistoadenomas estan revestidos por epitelio de tipo
biliar, secretor de moco, cuboide o columnar, sostenido por
una estroma fibrosa celular, densa (mesenquimal), que
parece tejido ovarico. El revestimiento esta rodeado por
una capa laxa de colageno. Se ha indicado que el CB puede
estar compuesto por 2 grupos distintos que difieren por la
presencia o ausencia de un extremo mesenquimal que rodea
el revestimiento epitelial del quiste®®.

Las células que forman este epitelio muestran marcada
positividad inmunohistoquimica para citoqueratina CA 19.9,
AE1 y actina de musculo liso, marcadores fuertemente
asociados con el epitelio pancreatico biliar. ELl CA 19.9 sérico
no se encuentra elevado en presencia de otras lesiones
hepaticas de naturaleza quistica, por lo que la asociacion
entre una masa quistica hepatica y un CA 19.9 alto es
indicativa de lesion hepatica de origen biliar. Después de la
reseccion completa del CB, los niveles de CA 19.9 se
normalizan, por lo que este marcador puede ser Util en el
seguimiento, sobre todo, de los casos malignos®’8.

La presentacion clinica de estos tumores depende, en
gran medida, de su tamafno: desde pequenas lesiones
asintomaticas a grandes tumoraciones que provocan dolor
abdominal o una masa abdominal palpable que puede,
incluso, provocar la compresion de estructuras adyacentes.
Aquéllos de mayor tamano pueden presentar sintomas
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secundarios a la compresion de la via biliar, como ictericia o
colangitis. Otros sintomas mas infrecuentes son los deriva-
dos de la compresion de la vena cava o los producidos por
una hemorragia intraquistica por rotura o sobreinfeccién™®.

El diagnostico diferencial del CB se debe plantear con los
quistes hepaticos simples, quiste hidatidico, quiste de
colédoco, abscesos, tumores y metastasis quisticas. De
todas las lesiones anteriores, los abscesos y el quiste
hidatidico son las de mayor similitud con el CB, ya que
ambas pueden tener aspecto multilocular y tabicacion
interna. En ambos casos, la asociacion de la clinica y los
hallazgos de laboratorio demostraran datos de enfermedad
de naturaleza infecciosa; ademas, la serologia especifica
para la hidatidosis y la amebiasis seran de gran ayuda en el
diagnostico.

En todos los casos, la realizacion de una correcta historia
clinica y una buena exploracion fisica orientaran el
diagnostico que se debe confirmar con la realizacion de
pruebas de imagen como la ecografia, tomografia compu-
tarizada (TC) o RM.

El diagnostico radioldgico se fundamenta en la ecografia y
la TC, que evidencian tumores quisticos, habitualmente
voluminosos, multiloculares y con septos internos, lo que
ayuda a diferenciarlos de los quistes hepaticos simples. Sin
embargo, los quistes hidatidicos también pueden ser
multiloculares, si bien su pared es mas gruesa, calcificada
en ocasiones. Las pruebas seroldgicas son, en esta situacion,
de gran ayuda en el diagndstico diferencial. Por otro lado, la
diferenciacion entre cistoadenoma y cistoadenocarcinoma
no es posible radiolégicamente. Existe controversia en la
realizacion de puncion diagnostica percutanea, ya que
existen elevaciones de los marcadores tumorales antigeno
carcinoma embrionario (CEA) CEA'y CA 19.9 en el contenido
de la lesion, aun con valores serologicos normales; ademas,
el estudio citolégico del contenido puede contribuir al
diagnéstico'®.

Respecto al tratamiento, se han consignado mdltiples
procedimientos, desde la puncion aspirativa, el drenaje
externo-interno, las resecciones parciales, etc. Todos ellos
han presentado multiples complicaciones y recidivas.
Actualmente se propone la enucleacion total o reseccion
hepatica para el cistoadenoma, por su poder recidivante y su
potencial transformaciéon maligna, y la resecciéon hepatica
para los cistoadenocarcinomas’> "2,

A modo de conclusion, hay que tener en cuenta que, ante
el hallazgo de una masa quistica multiloculada en el higado,
existen una serie de enfermedades, entre ellas el CB, que se
manifiesta como una masa palpable que debe diferenciarse
mediante la clinica y las exploraciones radiolégicas. Se debe
tener en cuenta que la elevacion del CA 19.9 esta

relacionada con diferentes enfermedades, entre las mas
destacadas se encuentran procesos malignos como el
adenocarcinoma de pancreas, colon, intestino, colangiocar-
cioma, neoplasias ovaricas, cancer de las vias biliares y otras
benignas, como la obstruccion biliar extrahepatica observa-
da en pacientes con coledocolitiasis y pancreatitis secunda-
ria. Sin embargo, parece que no se encuentra elevado en
presencia de otras lesiones hepaticas de naturaleza quistica,
por lo tanto, la asociacion entre una lesion quistica hepatica
y un CA 19.9 alto en suero es indicativa de CB. Debido a su
alta tasa de recidivas, el mejor tratamiento es la reseccion
quirdrgica completa.
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