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Resumen

Objetivos: realizar un analisis descriptivo de la informacion clinica y los hallazgos radioldgicos,
enfatizando los proporcionados por la resonancia magnética, de una serie de casos unicéntrica
de adenomioepitelioma de la mama.

Material y métodos: nuestra serie consta de 11 pacientes, la mayoria diagnosticadas mediante
biopsia con aguja gruesa guiada por ecografia. En 3 casos el diagndstico inicial fue de papilomay
en la exéresis quirlrgica o en la biopsia de aspiracion de vacio se hizo el diagndstico de
adenomioepitelioma. Cinco casos disponen de resonancia magnética.

Resultados: la mayoria de nuestros casos se diagnosticaron mediante una mamografia del
programa de cribado poblacional, siendo un nédulo o una asimetria focal las presentaciones mas
frecuentes. En la ecografia son ovalados y bien delimitados, con tendencia a formar
angulaciones. Los 2 casos malignos mostraban vasos prominentes en el estudio Doppler. En la
RM son predominantemente hiperintensos en T2 sin restriccion en la difusion y con intensa
captacion de gadolinio. Tres casos (2 malignos y uno atipico) han recidivado.

Conclusién: los adenomioepiteliomas pequeiios pueden simular fibroadenomas, si bien
muestran cierta tendencia a mostrar bordes angulados. La biopsia con aguja gruesa suele ser
diagndstica, aunque a veces es dificil diferenciar adenomioepitelioma de papiloma.

La resonancia magnética no permite demostrar malignidad, ya que la mayoria de los casos no
muestran restriccion en la difusion. En nuestra serie, la presencia de vasos en el estudio Doppler
se ha relacionado con adenomioepitelioma atipico o maligno. La escision quirtrgica en casos
atipicos o malignos debe ser amplia.
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Adenomyoepithelioma of the breast

Abstract

Objectives: To perform a descriptive analysis of the clinical information and radiological
findings, emphasizing those provided by magnetic resonance imaging of a single-center series of
cases of adenomyoepithelioma of the breast.

Material and methods: Our series consists of 11 patients, most of them were diagnosed by
ultrasound-guided core needle biopsy. In three cases, the initial diagnosis was papilloma, and
adenomyoepithelioma was diagnosed by surgical excision or vacuum aspiration biopsy. In five
cases, breast magnetic resonance was performed.

Results: Most of our cases were diagnosed by mammography from the population-based breast
cancer screening program, with a mass or focal asymmetry being the most frequent
presentations. Ultrasound show oval and well-defined mass with a tendency to form angles.
The two malignant cases showed prominent vessels in the Doppler study. On magnetic resonance
imaging, they are predominantly hyperintense on T2 without restriction in diffusion and with
intense gadolinium uptake. Three cases (two malignant and one atypical) relapsed.
Conclusion: Small adenomyoepitheliomas may mimic fibroadenomas, although they show a
certain tendency to show angled edges. Core needle biopsy is usually diagnostic, although it is
sometimes difficult to differentiate adenomyoepithelioma from papilloma.

Magnetic resonance imaging does not help to suspect malignancy since most cases do not show
restriction in diffusion. In our series, the presence of vessels in the Doppler study has shown
some relation to atypical or malignant adenomyoepithelioma. Wide surgical removal is
warranted in atypical or malignant cases.
© 2024 SESPM. Published by Elsevier Espafna, S.L.U. All rights are reserved, including those for
text and data mining, Al training, and similar technologies.

Introduccion

El tejido glandular de la mama consiste en un sistema ductal
revestido por una doble capa de células, una capa interna de
células epiteliales y una capa externa de células
mioepiteliales, separadas del estroma por una membrana
basal. Las lesiones mamarias a expensas de células
mioepiteliales prominentes constituyen un grupo heterogéneo
de lesiones, que a menudo son consideradas de origen bifasico
epitelial-mioepitelial, aunque ocasionalmente pueden ser de
naturaleza puramente mioepitelial. El adenomioepitelioma
(AME), que puede ser benigno, atipico o maligno, es una de
estas lesiones bifasicas, igual que el adenoma pleomorfo'.

Los AME son tumores poco frecuentes que se caracterizan
por la presencia de un doble componente, epitelial y
mioepitelial. Aunque generalmente son benignos, pueden
sufrir una transformacion maligna de cualquiera de las lineas
celulares?3.

La clasificacion de la OMS de los tumores de mama divide
las lesiones mioepiteliales en lesiones puramente
mioepiteliales y lesiones mioepitelial-epiteliales. Se han
descrito 4 patrones histologicos de AME clasica: variante
tubular, lobulada, de células fusiformes y adenosis. Existen
patrones superpuestos y algunos AME presentan un patroén
papilar intraductal que puede representar una quinta
variante'~3.

El diagnostico de este tipo de tumores suele ser dificil
debido a su baja incidencia y a la ausencia de hallazgos
caracteristicos. La presentacion radioldgica suele ser un
nodulo ovalado, circunscrito, que ocasionalmente puede

mostrar calcificaciones*” y el tratamiento es la exéresis
quirirgica con margenes libres.

El objetivo de este trabajo es realizar un estudio
descriptivo de la clinica y radiologia de estos tumores poco
frecuentes de la mama enfatizando los hallazgos por RM.

Material y métodos

Se conto con la aprobacion del comité de ética del hospital
(HCB/2022/0069).

Nuestra serie consta de 11 casos, la mayoria
diagnosticados mediante biopsia con aguja gruesa (BAG)
guiada por ecografia. En 3 casos el diagnostico inicial fue de
papiloma y en la exéresis quirlrgica o en la biopsia de
aspiracion de vacio se hizo el diagnostico de AME. Al
contrario, en un caso el diagndstico por BAG fue de AME,
pero en la pieza resulto ser un papiloma. En todos los casos
se realizd mamografia y ecografia, y en 5 de ellos también se
realizd RM. El caso 7 (tabla 1) se manifestd como una
agrupacion de microcalcificaciones, por lo que solamente se
realizd6 mamografia y biopsia por estereotaxia.

Se revisaron de forma retrospectiva las biopsias con aguja
gruesa (BAG) guiadas por ecografia realizadas en nuestro
servicio durante el periodo comprendido entre 2006 y 2022.
Se han realizado 5.827 BAG, de las cuales 6 fueron
diagnosticadas de AME. Esto nos da una frecuencia
aproximada de 1,03 por mil biopsias con aguja gruesa.
Otros 3 casos se diagnosticaron en la pieza quirurgica y otros
2 eran casos diagnosticados en otros centros que acudieron a
tratarse en nuestro hospital.
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Las ecografias fueron realizadas usando una sonda lineal
de 10—13 MHz. Se utilizaron los descriptores BIRADS (Breast
Imaging Reporting and Data System) del Colegio Americano
de Radiologia. Las BAG se realizaron usando una aguja 14 G,
usualmente 3 pases.

Las RM fueron realizadas con un equipo de 1.5T
SignaHDxt (GE®Healthcare) y 1.5 T MAGNETOM Aera
(Siemens®Healthineers), con secuencia T2 FSE, T1 coronal
axilar bilateral, adquisicion axial dinamica (T1 FLASH 3D
SPAIR — una basal y 5 poscontraste) con imagenes obtenidas
antes y después de una inyeccion en bolus de 0,1 mmol/kg
peso de gadolinio y sustraccion automatica de las imagenes
poscontraste. Los valores de b utilizados fueron: 0—700 con
el equipo Signa y 50-700 con el equipo Aera. Las variables
valoradas por RM fueron intensidad de la sefal en T2, tipo de
realce, diametro del realce, distribucién y patron
de captacion, tipo de la curva y valor del coeficiente de
difusion aparente (CDA).

Figura 1
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Resultados

En la tabla 1 se resumen los hallazgos clinicos y radiologicos.
El tamafo de los AME vari6 de 3 a 25 mm, siendo la media de
13 + 7,7 milimetros. El rango de edad oscild entre 28 y 67 afos
(54 + 12 aios). La mayoria de nuestros casos se diagnosticaron
mediante una mamografia del programa de cribado
poblacional, siendo un noédulo o una asimetria focal las
presentaciones mas frecuentes. En la ecografia son ovalados y
bien delimitados con tendencia a formar angulaciones. Los 2
casos malignos mostraban vasos prominentes en el estudio
Doppler. En la RM son predominantemente hiperintensos en
T2 sin restriccion en la difusion y con intensa captacion de
gadolinio (figs. 1-4).

El diagnostico anatomo-patologico mediante BAG no
siempre es facil, ya que 3 de nuestros casos fueron
considerados inicialmente papilomas.

fusio'g"

v

Caso 1. Adenomioepitelioma maligno. A): La resonancia magnética muestra un nodulo hiperintenso (flecha) (T2 izquierda)

sin restriccion de difusion (mapa de ADC derecha). B) El examen de anatomia patoldgica postumorectomia mostré multiples nodulos
que muestran diferente proporcion de células glandulares y mioepiteliales proliferantes en patrones seudopapilares y cribiformes,
destacando células mioepiteliales de aspecto epitelioide atipico, con nlcleos agrandados e irregulares, algunos con nucléolo,
rodeados de moderado citoplasma eosinofilo palido o claro, y abundantes figuras de mitosis (algunas presentes en la imagen B2) y sin
necrosis tumoral (tincion hematoxilina-eosina; B1 a 4 aumentos y B2 a 10 aumentos).
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Figura2 Caso 2. Adenomioepitelioma benigno. A) La mamografia muestra un nédulo irregular en la unién de los cuadrantes superiores
de la mama izquierda (flechas). B): La ecografia en escala de grises revela una masa solida heterogénea y mal definida de 15 mm. C1) La
resonancia magnética muestra una lesion tipo masa hiperintensa en secuencias T2 (izquierda) sin restriccion de difusion (derecha). C2) El
estudio de contraste dinamico mostro realce en anillo y una curva con cinética de tipo Il. Las imagenes histologicas revelaron una
proliferacion bifasica de abundantes células mioepiteliales que rodeaban glandulas ocasionales con secreciones luminales focales. D1y
D2) Bajo aumento de la biopsia con células mioepiteliales predominantes. D3) Imagen de mayor aumento con proliferacion de células
mioepiteliales fusiformes. D4) La tincion inmunohistoquimica de actina resalta el componente mioepitelial.

5
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A2

Area: 1,81 cm2 (IC)
Mean: 1.371,99
more...

A3 Mapa de difusién

Figura 3

T1 gadolinio

Caso 3. Adenomioepitelioma maligno: La RM muestra un nodulo bien delimitado, ovalado y heterogéneo en T2 (A1) que

capta gadolinio formando anillos (A2) y que no restringe en la difusion (A3). El estudio ecografico (B1) pone de manifiesto un nédulo

solido de bordes angulados y lobulaciones con Doppler positivo (B2).

Respecto al seguimiento clinico de las pacientes, 3 casos
(los 2 malignos y otro atipico) recidivaron entre 1 y 2 anos
después de la cirugia y en 2 de ellos la recidiva fue
multifocal.

Discusion

Presentamos una serie de 11 AME, 2 de ellos malignos y otros
2 <atipicos”. En la mayoria de nuestros casos el tumor fue un
hallazgo en la mamografia de cribado. Se trata de un tumor
infrecuente y las series publicadas son de pocos casos. En la
literatura no se han descrito signos radiologicos especificos
de este tumor que permitan diferenciarlo de otros tumores
benignos o malignos, ni identificar si el AME es benigno o
maligno. Presentamos los hallazgos por RM de 5 casos lo que
constituye una de las mayores series de RM publicadas®'".

Estos tumores se han reportado como masas palpables,
pero en nuestra serie, la mayoria de los casos fueron
diagnosticados en una mamografia de cribado, lo que
también explica que el tamafno tumoral medio de nuestra
serie sea menor.

La mamografia mostro nodulos ovales con margenes
circunscritos u oscurecidos. En algunos casos el hallazgo
fue de asimetria focal. Dos de nuestros casos mostraban
calcificaciones en la mamografia (uno de ellos como hallazgo
Unico). Esta proporciéon de 2/11 seria similar a lo reportado
en otras series®°.

La ecografia mostré nodulos predominantemente
ovalados, algunos de bordes angulados o claramente
irregulares. Este hallazgo no correlaciond con el caracter

benigno, atipico o maligno de la lesion, sino mas bien con el
tamano de la lesion. El estudio Doppler fue positivo en los 2
malignos y en uno de los atipicos. En la serie de Uchida
et al., la mayoria eran masas ovales y casi la mitad tenian
margenes indistintos o angulares, lo cual es similar a lo que
hemos descrito en nuestra serie, y otros eran nédulos solido-
quisticos. La mayoria de los casos mostraron vascularizacion
en el estudio Doppler a pesar de ser benignos®. Parikh et al.
reportaron un predominio de margenes indistintos o
angulares con un patrén de eco heterogéneo®. Moritz et al.
reportaron un predominio de nddulos irregulares y solo 2 de
13 con alta vascularizacion'®. La presencia de calcificaciones
fue rara en ambas series. Existe cierta disparidad en las
descripciones probablemente relacionada con la variabilidad
y subjetividad asociada al uso de descriptores BIRADS.

A 5 de nuestros pacientes se les realizd RM. La RM mostré
un nodulo hiperintenso en la secuencia T2 y sin restriccion en
las secuencias de difusion (CDA: > 1,3) en la mayoria de
casos y con realce tras la administracion de gadolinio. En la
literatura, hay pocos datos sobre el comportamiento del AME
en la RM. Zhang et al. han reportado datos de 4
exploraciones de resonancia magnética en AME, 3 de ellos
tenian valores de CDA mayores de 1,3 y uno con CDA de 1,15
era maligno''. En nuestro caso, el CDA fue alto en la mayoria
de los casos, incluidos los 2 malignos.

Respecto a la histologia del tumor, tanto el pleomorfismo
celular y nuclear como un alto indice mitético, la atipia
celular y de forma definitiva la invasion del tejido
circundante se han considerado signos de malignidad. Sin
embargo, unas indicaciones claras para diferenciar benigno
de maligno no existen y con frecuencia existe cierta
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Figura4 Caso 6. Adenomioepitelioma benigno. A) La mamografia muestra un nddulo parcialmente circunscrito con calcificaciones
en la union de los cuadrantes internos de la mama derecha (flechas). B) La imagen de ultrasonido en escala de grises revela una lesion
nodular sélida lobulada de 14 mm con margenes angulares y calcificaciones (punta de flecha). El examen de anatomia patolégica
posterior a la tumorectomia muestra nodulos agregados circunscritos de poblacion celular dual de células mioepiteliales claras que
rodean células epiteliales glandulares (C1). Las células mioepiteliales se demuestran en el tumor mediante la inmunotincion p63 (C2).

superposicion que dificulta la clasificacion, por esto algunos
autores han acunado el termino de AME atipico. En 2021
Rakha et al. proponen la posibilidad de introducir la
categoria histologica de AME atipico para aquellos casos

con potencial maligno incierto y capacidad metastasica
limitada, definidos histolégicamente por mostrar algunas,
pero no todas, de las caracteristicas de malignidad, como
son crecimiento excesivo del componente epitelial o
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mioepitelial, necrosis focal, atipia moderada y mas de 3
figuras mitdticas en 10 campos de alto aumento.
Especialmente, estos 2 Ultimos criterios se utilizan para
catalogar un caso como atipico’.

Por otra parte, la inmunohistoquimica ayuda al
diagnostico permitiendo confirmar la composicion dual del
tumor. Alrededor de un 40% de tumores son triple negativo
con Ki-67 alto. Tanto el tamafo tumoral (mayor que 2 cm),
como el predominio del componente mioepitelial y un indice
de proliferacion alto se han asociado a peor pronéstico'2.

Diferenciar AME de otros tumores de mama, ya sean
benignos o malignos, es un desafio debido a la baja frecuencia
de este tumor y al gran nimero de tumores mamarios que
pueden presentar caracteristicas similares. Principalmente,
los fibroadenomas y papilomas pueden presentarse como
masas solidas ovaladas, homogéneas y circunscritas en la
ecografia, que son hallazgos comunes en nuestra serie de
casos. Cabe sefalar que el diagnostico histologico realizado
en la biopsia con aguja gruesa a menudo es dificil, debido a la
heterogeneidad intrinseca de estos tumores. En el diagnéstico
diferencial deben tenerse en cuenta el papiloma intraductal
con hiperplasia mioepitelial, la adenosis esclerosante, el
fibroadenoma, al adenoma, el carcinoma tubular, el carci-
noma adenoide quistico, el carcinoma adenoescamoso de
bajo grado, el carcinoma metaplasico, el mioepitelioma
maligno y el carcinoma papilar'?.

El papiloma esclerosante puede confundirse facilmente
en muestras procedentes de BAG como ocurri6 en 3 de
nuestros casos, por lo que ante la minima sospecha es
preferible realizar una biopsia por vacio con intencion
exerética (que proporcionara un diagnostico mas preciso
como ocurrié6 en uno de nuestros casos) o la escision
quirdrgica que ademas permite excluir malignidad.

La mayoria de los AME son benignos y la tumorectomia es
curativa. No obstante, tal como muestra nuestra serie, los
atipicos y malignos muestran una gran tendencia a la
recidiva local, lo que obliga a exéresis amplias. En el estudio
de Tavassoly et al. hubo 3 recurrencias en 27 casos y el
tiempo medio hasta la recurrencia fue de 6 afos'3.

Presentamos 2 casos de AME maligno y los signos
radiolégicos son ambiguos. Por un lado, se observan
margenes bien delimitados en la mamografia y ecografia,
sin restriccion en las secuencias de difusion, todos ellos
signos que sugieren benignidad. En cambio, muestran vasos
evidentes en el estudio Doppler-color. El hecho de que los
bordes fueran circunscritos y no irregulares (como se hubiera
esperado) puede estar relacionado con el pequefio tamano
en uno de ellos. Vale la pena mencionar que el caso 9 que
presentaba signos radioldgicos claramente sospechosos con
margenes irregulares y captacion en anillo grueso, resultd
ser un AME benigno.

Moritz et al. informaron la presencia de neoplasias
mamarias sincronicas y metacronicas en 4/14 pacientes con
AME, Ninguno de nuestros pacientes tenia antecedentes de
lesiones mamarias malignas.

No existe consenso sobre como tratar estos tumores, si
bien en general se recomienda una escision con margenes
amplios debido a su tendencia a recidivar. En una serie de
110 AME de la National Cancer Database la supervivencia a
los 5 anos estuvo alrededor del 75%. Menos de un tercio de
las pacientes recibio RT o QT adyuvante. La afectacion
ganglionar de la axila fue poco frecuente®.

Conclusién

El diagnostico de AME es un desafio, ya que es un tumor muy
raro que puede presentarse de varias formas inespecificas en
los estudios de imagen. Los AME pequeiios tienden a simular
fibroadenomas, si bientienen cierta tendencia a mostrar
bordes angulados. El estudio Doppler positivo para vasos
puede hacer sospechar AME atipico o maligno. La BAG suele
ser diagnostica, aunque a veces es dificil diferenciar AME
de papilomas, porque algunos de ellos tienen células
mioepiteliales hiperplasicas con forma cuboidal y citoplasma
claro. Se requiere una escision quirirgica para llegar a un
diagnostico definitivo y descartar malignidad. En los casos con
caracteristicas de atipico o maligno en la biopsia, la exéresis
debe ser amplia debido a la tendencia a la recidiva local.

Consideraciones éticas

El comité de ética de nuestro centro dio la aprobacion para
la revision retrospectiva de historias clinicas de pacientes
con AME previa codificacion (seudoanonimizacion) de los
datos identificativos y obviar pedir el consentimiento
informado personal a cada paciente al estar los datos
seudoanonimizados. Numero de protocolo: HCB/2022/0069.
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