Rev Int Androl. 2018;16(2):82-86

ASESA

ASOCIACION ESPANOLA DE ANDROLOGIA,
MEDICINA SEXUAL Y REPRODUCTIVA

Revista Internacional de AT
i

Andrologi

Salud sexual y reproductiva y

Revista Internacional de

Andrologia

www.elsevier.es/andrologia

CASO CLINICO

Tumor adenomatoide da tunica albuginea. Um desafio ®CM1
no tratamento conservador

Jorge Cabral Ribeiro®*, Luciana Sousa® e Vicente Goncalves*©

@ Unidade de Urologia, Hospital Privado da Trofa, Trofa, Portugal
b Unidade de Imagiologia, Hospital Privado da Trofa, Trofa, Portugal
¢ Anatomia Patoldgica, Laboratério Anatomia Patoldgica (LAP), Porto, Portugal

Recebido a 7 de dezembro de 2016; aceite a 27 de fevereiro de 2017
Disponivel na Internet a 2 de maio de 2017

PALAVRAS-CHAVE
Tumor;
Adenomatoide;
Testiculo;

Albuginea

KEYWORDS
Tumor;
Adenomatoid;
Testes;
Albuginea

* Autor para correspondéncia.

Resumo Os tumores adenomatoides sao tumores benignos raros, de origem mesotelial que,
no homem, afetam principalmente o epididimo. Representam mais de um terco dos tumores
paratesticulares e o tratamento de eleicao é a excisao cirrgica. Extremamente rara é a origem
no parénquima testicular ou na tinica albuginea. Os sinais clinicos e estudos de imagem sao
frequentemente inconclusivos, ndo permitindo o diagnostico diferencial com a neoplasia tes-
ticular maligna, resultando em orquidectomias radicais desnecessarias. Os autores descrevem
um caso clinico de tumor adenomatoide da tunica albuginea, em que a suspeita clinica e exame
anatomopatolodgico intraoperatdrio conduziram a realizacdao de uma orquidectomia parcial.

© 2017 Asociacion Espafola de Andrologia, Medicina Sexual y Reproductiva. Publicado por
Elsevier Espana, S.L.U. Todos os direitos reservados.

Tunica albuginea adenomatoid tumor. A challenging case managed conservatively

Abstract The adenomatoid tumors are rare benign mesothelial lesions that in males affect
mainly the epididymis. They account for over one third of paratesticular tumors, and the tre-
atment of choice has been surgical excision. The origin in testicular parenchyma or the tunica
albuginea is extremely rare. Clinical signs and imaging studies are often inconclusive in dif-
ferentiate from a more common malignant intratesticular solid tumour, which can result in
unnecessary orchiectomies. We present a case of adenomatoid tumor of tunica albuginea where
clinical suspicion and intraoperative frozen section analysis led to a partial orchiectomy.
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Introducao

Os tumores adenomatoides (TA) sao lesoes de origem meso-
telial benignas raras que envolvem, mais frequentemente,
os tratos genitais masculino e feminino. A nivel masculino, a
grande maioria apresenta-se como lesoes paratesticulares,
sobretudo epididimarias, onde representam mais de 30% dos
tumores'.

Sendo um tumor benigno, o tratamento cirdrgico con-
siste na excisdo tumoral e conservacao do testiculo, sempre
que possivel. A ecografia e a ressonancia magnética nuclear
(RMN) escrotais permitem a localizacao e caracterizacao da
lesao, mas as suas manifestacoes nao sao uniformes. O cres-
cimento atipico dos TA, com padrao infiltrativo e auséncia de
encapsulacédo, coloca ainda dificuldades no exame histolo-
gico intraoperatorio e subsequente decisdao de tratamento
conservador. O diagnodstico definitivo de TA da albuginea
pode depender do uso de marcadores imunocitoquimicos.

Os autores pretendem com o presente caso clinico aler-
tar para a existéncia destes raros tumores, para o desafio e
particularidades de diagnostico, pois s6 a sua consideracao
atempada pode evitar orquiectomias indesejaveis?.

Caso clinico

Um homem de 51 anos de idade, com antecedentes de hiper-
tensao arterial e dislipidemia, recorreu a consulta para um
exame urologico de rotina.

No exame fisico foi detetada lesdo nodular pétrea, cen-
timétrica, indolor, bem delimitada, envolvendo a superficie
lateral do terco distal do testiculo direito, adjacente a cauda
do epididimo.

Na ecografia escrotal, a tumefacao do hemiescroto
direito correspondia a um nodulo sélido hiperecogénico peri-
centimétrico (fig. 1). A imagem sugeria tratar-se de nédulo
extraparenquimatoso na eventual dependéncia das tunicas
escrotais pela continuidade com a tunica albuginea; a hipo-
tese de tumor testicular exofitico era menos provavel, uma
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Figura 1 Ecografia escrotal - nddulo sélido hiperecogénico
pericentimétrico em aparente continuidade com albuginea e
aparente compressdo extrinseca sobre parénquima testicular
(setas).

Figura 2 Exploracéo testicular por via inguinal - exérese de
lesdo nodular referenciada.

vez que a lesdo exercia aparente compressao extrinseca
sobre o testiculo (fig. 1 setas).

Os marcadores tumorais desidrogenase lactica (DHL),
alfa-fetoproteina (aFP) e fracdo B da gonadotrofina
coridnica (BHCG) foram negativos, e a tomografia toraco-
abdominopélvica nao revelou alteragoes.

O doente foi submetido a exploracao testicular por via
inguinal com isolamento prévio do cordao espermatico,
exteriorizacdao do testiculo e identificacdao da lesdo. Apods
referenciar a lesdo, procedeu-se a exérese em bloco (fig. 2).

O exame histologico intraoperatério documentou
neoformacdao com 1cm, compacta e esbranquicada, em
continuidade com albuginea e revestida internamente
por polpa testicular. O exame microscopico em cortes de
congelacao mostrou neoplasia de padrao glandular mal
delimitada na transicdo para a polpa testicular, compativel
com TA, mas o diagndstico mais seguro e definitivo exigiria
estudo imunocitoquimico.

Perante a forte possibilidade de se tratar de uma
lesao benigna, procedemos a alargamento da margem
(remocao de 5mm de margem adicional), orquidorrafia e
encerramento da vaginal, preservando-se o testiculo. No
pos-operatorio, verificou-se o desenvolvimento de discreta
hematocele.

0O exame histoldgico posterior, apds inclusdo em para-
fina, revelou neoplasia de padrao epitelioide com formacao
de tUbulos e estroma fibroso, sem pleomorfismo nuclear
significativo e sem encapsulacdo, notando-se estruturas
tubulares neoplasicas entre tubos seminiferos na zona
de transicdao entre neoplasia e o parénquima testicular.
As caracteristicas morfologicas, muito sugestivas de TA,
foram confirmadas com estudo imunocitoquimico, com
positividade para pancitoqueratinas CAM5.2 e calretinina, e
negatividade para citoqueratinas 5/6. Esta negatividade e a
auséncia de alteragoes citologicas de malignidade levaram
a excluir o diagnostico de mesotelioma maligno (fig. 3).
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Figura 3 H. E., ampl. 100x. A neoplasia tem aspeto epitelial
com padrao tubular e as células, umas tém citoplasma eosinéfilo
e outras tém citoplasma claro vacuolizado; caixa - imunoci-
toquimica 400x - positividade acentuada para calretinina.

Apods 18 meses de seguimento, o doente esta assintoma-
tico e com controlo ecografico sem evidéncia de recidiva.

Discussao

Os TA sao tumores benignos e o tratamento recomendado
é a exérese tumoral, preservando o testiculo, contribuindo
para a conservacao da fertilidade, producao de testosterona
e imagem corporal. Representam 6,9% dos tumores intraes-
crotais, sendo a vasta maioria de localizacao paratesticular
(epididimo/cordao espermatico), reportando-se que apenas
14% destes afetam o parénquima ou as tlnicas testiculares,
vaginal e albuginea'3*.

Procedemos a revisao bibliografica dos TA da albuginea
publicados e apenas recolhemos 22 casos (tabela 1)>422,
Garg e Monappa reportam o mesmo caso clinico®®. Com ida-
des compreendidas entre 12-62 anos (média 37,5), os TA
da albuginea foram diagnosticados maioritariamente pela
palpacdo de uma massa/ndédulo intraescrotal de cresci-
mento lento, indolor e duro, com dimensao média de 1,5cm
(0,6-5,5cm). Estes dados nao diferem dos reportados para
os restantes TA paratesticulares?. Contudo, ndo detetamos
uma localizacao preferencial dos TA da albuginea, contra-
riamente aos TA do epididimo que tipicamente afetam a
cauda.

A localizacdo do paratesticular ou na tunica vaginal do
TA poder ser facilmente individualizavel, a localizacao na
albuginea ou no parénquima testicular tornam-no indiferen-
ciavel de um nédulo testicular maligno”-®%4. Contudo, nos
TA, os marcadores tumorais testiculares (aFP,HCG, DHL)
estdo invariavelmente normais.

A ecografia escrotal contribui para a localizacao anato-
mica dos TA, mas a falta de um padrao ecografico tipico
dificulta a suspeicdo clinica; podem ser descritos como
lesdes hiperecogénicas relativamente ao parénquima tes-
ticular, mas podem comportar-se de forma hipoecogénica
ou mesmo isoecogénica®?4. Estratégias de mobilizacdo
podem auxiliar a determinacao de origem paratesticular
ou na tunica vaginal, sobretudo quando ha hidrocele

associado®. A utilizacdo de Doppler mostra lesbes com
fraca vascularizacdo?. Podem ser Uteis no diagnostico
de TA da albuginea, como no presente caso, a aparente
continuidade com a tdnica albuginea e a existéncia
de uma tipica imagem de menor ecogenicidade circundante
a lesdo, indiciando compressao extrinseca do parénquima
testicular®.

Na RMN, os TA apresentam comportamento tipico de
tecido fibroso. Sao lesées com hipointensidade de sinal
relativamente ao parénquima testicular em T1, com fraco
realce apds administracao de gadolinio e com menos
intensidade que o parénquima testicular circundante. Em
T2 a lesdo é hipointensa com discreta heterogeneidade.
Esta descrito, como na ecografia, a presenca de uma fina
margem circundando a lesao nas imagens tardias em T2,
separando-a do parénquima testicular e interpretada como
edema face a inexisténcia de capsula. Este comportamento
pode ser (til nas lesbes testiculares e da albuginea®? 3.

A dificuldade de caracterizacao imagiologica deve-se ao
facto destes tumores nao serem encapsulados e terem um
padrao de crescimento com infiltracao celular das estruturas
circundantes’. Nos casos descritos da cabeca do epididimo,
verifica-se que em 50% ha mesmo infiltracao macroscopica, o
que aumenta dificuldades no diagndstico diferencial e induz
orquidectomias radicais'.

Seguindo as recomendacdes, realizamos uma abordagem
cirtirgica inguinal com exame histologico intraoperatorio.

Os TA sao lesdes que macroscopicamente apresentam
superficie branco-rosado, bem circunscritos mas nao encap-
sulados; microscopicamente, é um tumor caracterizado por
células neoplasicas formando corddes, ninhos ou estrutu-
ras glanduliformes tubulares revestidas por células cubicas
de citoplasma eosinofilico ou vacuolizado, podendo ocasi-
onalmente apresentar atipia citologica, mas auséncia de
mitoses. O estroma é de densidade variavel, geralmente
fibroso, ocasionalmente contendo tecido muscular liso ou
agregados linfoides periféricos (raros em outro tipo de
lesdes)’'>23, A neoplasia pode envolver estruturas vizinhas
e tubulos seminiferos e, nestes casos, nao deve ser conside-
rado como suspeito de malignidade.

Dadas as variadas caracteristicas morfologicas, podem
colocar-se como diagnosticos diferenciais: o tumor do saco
vitelino, mesotelioma maligno, adenocarcinoma primario ou
metastatico, leiomioma, tumor de células de Leydig ou de
Sertoli"?°. O estudo imunocitoquimico devera ser orientado
em funcao dos diagnosticos diferenciais suscitados.

Tratando-se de neoplasia de origem mesotelial, o diag-
nostico é suportado pelas caracteristicas fenotipicas e
pelo padrao de marcacao imunocitoquimica tipica, como
positividade para marcadores epiteliais de tipo panci-
toqueratinas e antigénio de membrana epitelial (EMA),
positividade para vimentina e para marcadores mesoteliais
(calretinina, podoplanina e WT 1). Os anticorpos ber-Ep4,
marcadores vasculares, oFP e alfa-inibina sdo negativos'%23.
A diferenciacdo com o mesotelioma maligno pode ser
dificil pois partilham origem mesotelial e marcacdo imu-
nocitoquimica, mas o mesotelioma maligno é positivo para
citoqueratinas 5/6, enquanto o TA é na maior parte dos casos
negativo; o mesotelioma maligno é, também, um tumor de
maiores dimensoes, tem um padrao de crescimento invasivo
com envolvimento de estruturas anexas e apresenta maior
atipia celular e mitoses?®.



Tabela 1 Caracteristicas dos tumores adenomatoides da albuginea publicados
n Referéncia Idade Apresentacao sintomas Lado/localizacao Dimensoes Exame Tratamento FW
duracao (cm) histologico
intraoperatorio
1 Garg® + Monappa® 40 Massa indolor - um ano D - polo inferior 4x3,5 OR
2 Evans® 40 Massa indolor - um ano D - polo inferior 5,5x5,5x4 OR
3 Fujimoto et al.? 45 Massa indolor - 8 meses D 1 ET 6 meses
4 Patel et al.’ 27 Massa indolor E - polo inferior 1 PO
5 Lee'® 36 Massa indolor — 2 meses D - polo inferior 0,8 x 0,7 Inconclusivo OR
6 Karasu et al."® 62 Massa indolor - 6 meses E 1,7%x1,7x1,3 OR
7 Barry et al.’ 44 Massa indolor - um ano D - face posterior 0,7 x0,6 x0,5 Inconclusivo OR
8 Guo et al."? 12 Dor - 6 meses E - polo superior 0,8 x 1 Tumor benigno ET 12 meses
9 Lang et al." 39 Dor abdominal D -polo inferior 0,9x0,5 OR
10 Sun et al."” 36 Massa indolor - 7 anos E -polo superior 1,2x1x0,7 OR
11 Manson? 32 Exame médico rotina E - face anterior 1,2x0,9x%x0,3 Inconclusivo OR
nodulo duro
12 Arcadi'? 39 Nodulo duro D 0,6 ET 27 anos
13 Bahilo Mateu" 28 Dor - nodulo duro uma E 0,7 Tumor benigno ET 2 anos
semana
14 Spitale et al.?’ 31 Dor - nédulo duro E 1,5x 1 ET
15 32 Dor - nodulo duro D 1,5 x 1 ET
16 29 Dor - nodulo duro E 1,5 x 1 ET
17 Oyama'4 54 Nédulo duro - 4 meses D 0,7 oP
18 Estebanez Zarranz'® 31 Dor - nodulo duro um E - face posterior 2x2 TA ET
ano
19 Serrano Pascual'® 36 Nodulo duro - 3 meses D - polo inferior 1x0,6 TA ET Um ano
20 Tsili* 45 Nodulo duro - 2 anos E - polo superior 3,4x3,3x3,2 ET
21 Golabek et al.?° 37 Nodulo duro - 2 anos E - polo inferior ET Um ano
22 Presente caso 51 Exame médico de rotina D - polo inferior 1 Provavel TA OP 18 meses
-nodulo duro
Média 37,5 1,5

D: direito; E: esquerdo; ET: exérese tumoral; OP: orquidectomia parcial; OR: orquidectomia radical; TA: tumor adenomatoide.
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Na nossa revisao, 8 doentes foram submetidos a orquidec-
tomia radical (36%); o exame histologico intraoperatério,
com papel crescente como auxiliar na decisao clinica de
preservacao testicular nas pequenas massas escrotais, esta
reportado em 8 doentes. Em 3 casos nao foi evitada a cirur-
gia radical, por nao poder ser excluida neoplasia maligna’'®
ou, apesar de lesdo benigna, nao ser possivel definir o tipo?.

No nosso caso, a histologia intraoperatoria foi sugestiva
de TA, mas a presenca de células tumorais no parénquima
testicular adjacente levantou dudvidas.

A previsivel benignidade da lesdao em conjugacdao com
os dados da ecografia e a aparente origem na albuginea
fomentaram a decisao de alargamento da margem cirdr-
gica e preservacao do testiculo, revelando-se uma decisao
acertada apds confirmacdo anatomopatolégica de TA da
albuginea.

Este caso alerta para localizacdes infrequentes dos TA.
A sua continuidade com a albuginea e o halo ecografico
caracteristico conduziram a hipotese de lesdo da tlnica
albuginea, que em articulacdo com a analise intraoperatoria
conduziu a preservacao do testiculo.

Sublinha ainda as caracteristicas histoldgicas da lesao,
ndo encapsulacdo e presenca de células tumorais infil-
trando tecido adjacente, que podem acrescer dificuldades e
limitacoes do exame histoldgico intraoperatorio, reforcando
o papel da equipa na decisao clinica.

0 acompanhamento ecografico destes doentes parece ser
suficiente, uma vez que, até a data, ndo estdao descritas
recorréncias tumorais'.
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