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Resumen
Objetivo: Determinar aquellos datos clinicos que puedan comportarse como factores de riesgo
de mal pronostico en el struma ovarii, asi como establecer las directrices que nos ayuden a
un precoz diagndstico en esta rara entidad, comparando nuestros resultados con la evidencia
cientifica publicada hasta el momento.
Método: Estudio observacional retrospectivo de pacientes intervenidas por masa anexial con
diagnostico de «struma ovarii» en el Hospital Virgen del Rocio durante el periodo comprendido
entre los afnos 2000-2016.
Resultados: Se estudiaron un total de 37 casos. La edad media fue de 43,11 anos con IMC medio
de 30,43 kg/m?, 11 casos (29,73%) eran pacientes menopausicas y 26 (70,27%) estaban en edad
fertil.

En el 91,9% de los casos el comportamiento fue benigno y solo el 8,1%, presentaron maligni-
dad.

Clinicamente el dolor fue el motivo mas frecuente de consulta (27,02%).

En 22 casos se realizd anexectomia, en 11 marsupializacion y en 4 se realizo6 histerectomia y
doble anexectomia.

Tras el estudio anatomopatologico postoperatorio 3 resultaron struma ovarii maligno (8,1%):
un carcinoma tiroideo folicular, otro papilar y un tumor carcinoide estrumal.
Conclusiones: El struma ovarii es una rara entidad cuyo tratamiento no esta establecido. La
cirugia conservadora se recomienda en tumores benignos y puede ser una opcion terapéutica
en casos malignos seleccionados asociando la tiroidectomia total profilactica y radioablacion
con 31,
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Struma ovarii: 37 cases and an update of the current evidence

Abstract

Objective: To determine the medical data that could behave as risk factors for poor prognosis in
the struma ovarii, as well as establishing the criteria that could be of help for an early diagnosis,
comparing the results obtained, with the scientific evidence that has been published to date.
Method: A retrospective observational study conducted on patients operated for adnexal mass
with a struma ovarii diagnosis in the Hospital Virgen del Rocio during the period 2000-2016.
Results: A total of 37 cases were analysed. The mean age was 43.11 years, and the mean BMI
30.43 kg/ m?. Of the 37 cases, 11 (29.73%) were patients with menopause, and 26 (70.27%) were

The behaviour was benign in 91.9% of the cases, and was malignant in only 8.1% of cases.
As regards clinical symptoms, the pain (27.02%) was the most frequent reason for consulting

Adnexectomy was performed in 22 cases, marsupialisation in 11, and hysterectomy with

After the post-operative histology study, three (8.1%) of them were reported as malignant
struma ovarii, with one follicular carcinoma of the thyroid, one papillary carcinoma of the

Conclusions: Struma ovarii is a rare condition for which there is no established treatment.
Conservative surgery is recommended in benign tumours, and could be a therapeutic option
for specific malignant tumours combined with a prophylactic total thyroidectomy and radio-

Treatment
of fertile age.
a doctor.
bilateral adnexectomy in 4 cases.
thyroid, and one carcinoid stromal tumour.
ablation therapy with 1311.
© 2017 Elsevier Espana, S.L.U. All rights reserved.
Introduccion

Las neoplasias de ovario segun la Organizacion Mundial de
la Salud se pueden clasificar de acuerdo al tejido de origen
en tres grupos: neoplasias derivadas del epitelio celomico
(70%), de las células germinales (20%) y en tercer lugar
aquellas procedentes de los cordones sexuales del estroma
(10%)"2. En el grupo de los germinales, los teratomas benig-
nos suponen el 95%°.

El struma ovarii es un teratoma ovarico de variante
monodérmica, en el que la diferenciacion hacia tejido
tiroideo es la predominante y constituye mas del 50%
del tumor*>. Fue descrito por primera vez en 1889 por
Boettlin, quien observo la presencia de tejido folicular
tiroideo en los ovarios y publicado posteriormente por
Gottschalk en 1899%7. Constituye el 2-5% de los terato-
mas y alrededor del 0,3% de todas las neoplasias de origen
ovarico®.

Su comportamiento suele ser benigno, aunque se des-
cribe malignidad en un 5-10% de los casos’'2.

El pico de mayor incidencia se encuentra entre los 30 y
los 50 anos, suele ser de caracter unilateral y predominan-
temente en el ovario izquierdo. Es bilateral en el 6% de los
casos y a veces se acompanan de cistoadenomas o teratomas
en el ovario contralateral.

En el 20-44% de los casos se comportan como una tumo-
racion asintomatica, siendo el dolor seguido de la masa
pélvica la sintomatologia mas frecuente. Se produce asci-
tis en el 10-17% y sintomas de hipertiroidismo en un 8% de
los casos. Se describen metastasis en el 5-6% de los struma
ovarii malignos® 31,

Dada su baja prevalencia y clinica inespecifica, asociada
a baja agresividad, el diagnostico diferencial inicial de esta
patologia es complejo, limitandose la bibliografia actual a
casos aislados y series pequefas®.

El tratamiento de este tipo de tumor de ovario es su exé-
resis mediante quistectomia o anexectomia, principalmente
en las pacientes jovenes que desean conservar su fertilidad
o histerectomia mas doble anexectomia en aquellas que han
cumplido sus deseos genésicos®.

El objetivo de este trabajo es revisar la serie histdrica
de nuestro centro para poder determinar la prevalencia
real de esta «rara patologia», asi como detectar si existen
factores de riesgo que nos acerquen a un diagnostico de
sospecha preoperatorio, conocer el riesgo de malignizacion
y optimizar el manejo de estos tumores en funcion de
la posibilidad de afectacion tiroidea o de diseminacion
metastasica y de las complicaciones derivadas del tra-
tamiento quirdrgico. Ademas se investigo, en base a la
bibliografia publicada, el tratamiento mas adecuado y el
manejo multidisciplinar posterior.

Material y métodos

Se realizd un estudio observacional retrospectivo en el que
se revisaron todas las pacientes operadas por masa anexial
y resultado anatomopatologico de struma ovarii, durante el
periodo comprendido entre el 1 de enero de 2000 y el 31
de diciembre de 2016 en el Hospital Universitario Virgen del
Rocio.

Se disefi6 una base de datos en formato Excel con las
variables clinicas edad, indice de masa corporal (IMC),
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paridad, edad de menarquia y menopausia, foérmula
menstrual, antecedentes médico-quirtrgicos de interés,
antecedente de neoplasia previa o concomitante, marca-
dores tumorales, niveles de hormonas tiroideas y motivo
de consulta (dolor, masa pélvica, hallazgo casual y casos
asintomaticos).

En cuanto al estudio de imagen para el diagndstico se
recogieron caracteristicas ecograficas, tamano de la masa
medido en centimetros (cm), lateralidad (unilateral dere-
cha, izquierda o bilateral) y captacion Doppler (sin captacion
0 captacion patologica).

En todos los casos se registro el diagnostico de sospe-
cha preoperatorio del estudio ecografico y el de las pruebas
de imagen adicionales (TAC/RMN) en los casos en los que
se realizd. Al mismo tiempo, se recogieron otras patologias
ginecologicas asociadas al diagnostico de estrumas.

Respecto al tratamiento quirirgico se tuvo en cuenta la
técnica quirdrgica realizada (quistectomia, ooforectomia,
anexectomia simple o histerectomia y doble anexectomia) y
la via de abordaje (laparoscopia, laparotomia o laparoscopia
convertida a laparotomia). Posteriormente se analizaron las
complicaciones asociadas a la cirugia.

Se registraron tanto los casos que precisaron tratamiento
adyuvante mediante tiroidectomia y/o ablacion con radio-
yodo, asi como los casos de recidiva.

Resultados

Durante quince anos hemos recogido en nuestro hospital
37 casos de struma ovarii. La edad media fue de 43,11 anos
(rango 24-75, mediana 40), con IMC medio de 30,43 kg/m?.
En cuanto a los datos ginecobstétricos la edad media de la
menarquia fue de 11,19 anos, 11 (29,73%) eran pacientes
menopausicas y 26 (70,27%) estaban en edad fértil, de estas
solo tres habian referido irregularidades menstruales y en
dos pacientes coexistio el diagndstico de masa anexial con
la gestacion (tabla 1).

En el 91,9% de los casos (n: 34) el comportamiento fue
benigno y solo el 8,1% (n: 3) presentaron malignidad. Del
total de casos, 5 fueron bilaterales (13,51%) y 32 unilaterales
(derechos 32,43% e izquierdos 54,05%).

Respecto al tamano de la lesion: 11 eran superiores a
10cm (29,73%), 21 (56,75%) entre 5 y 10cm, 5 (13,51%)
menos de 5cm.

Clinicamente el dolor fue el motivo mas frecuente
de consulta (27,02%) seguido de masa pélvica (13,51%) y de
alteraciones del ciclo (8,1%). En ningln caso se sospechd
patologia tiroidea por alteracion analitica.

En cuanto a otras patologias ginecoldgicas conco-
mitantes, nos encontramos con un caso asociado a
adenocarcinoma de endometrio, otro a neoplasia de vulva
y en cuanto a procesos benignos, un caso de polipo endo-
metrial y en 8 se hall6 la coexistencia de mioma durante la
exploracion ecografica.

A todas las pacientes se les realizd ecografia transvaginal
con diagndstico de sospecha de patologia anexial benigna,
pero en ningln caso el diagnostico prequirlrgico fue de
estruma ovarico. De los 20 estudios de flujometria Doppler
recogidos solo en 3 casos hubo captacion patologica, siendo
uno de ellos un struma ovarii maligno. En 2 casos se sospe-
cho torsion ovarica, un fibrotecoma, un mioma, 6 teratomas,

Tabla 1 Caracteristicas clinicas
(n=37)

Edad (media) 43,11
IMC (kg/m?) 30,43
Edad reproductiva (n, %) 26 (70,27%)
Menopausia (n, %) 11 (29,73)
Sintomatologia

Asintomaticas (%) 19 (51,37)
Sintomaticas (%)

Dolor 10 (27,02)

Masa pélvica 5 (13,51)

Alteraciones del ciclo 3(8,1)
Tamafo de la masa

<5cm 5(13,51)

5-10 cm 21 (56,75)

>10 cm 11 (29,73)
Lateralidad

Bilaterales 5(13,51)

Unilaterales 32 (86,49)

Derechos 12 (32,43)

Izquierdos 20 (54,05)
Naturaleza del tumor

Struma ovarii benigno 34 (91,89)

Struma ovarii maligno 3 (8,1)
Tratamiento quirtrgico

Anexectomia 22 (59,45)

Quistectomia 11(29,72)

HT + DA 4 (10,81)
Via de abordaje

Laparotomia 22 (59,45)

Laparoscopia 15 (40,54)

DA: doble anexectomia; HT: histerectomia.

6 cistoadenomas mucinosos, un cistoadenoma seroso y un
endometrioma.

Ademas del estudio sonografico en cuatro casos ademas
de la ecografia se realizd TAC y en un caso RMN, con diag-
nostico coincidente al ecografico.

En cuanto a la via quirlrgica se realizaron 22 abordajes
laparoscopicos (59,45%), 2 de ellos requirieron conversion a
laparotomia por tamano de la lesion y 15 (40,54%) fueron
laparotomias, dos de ellas en el contexto de la realizacién
de una cesarea.

En 22 casos se realizd anexectomia, en 11 marsupiali-
zacion del quiste y en 4 se realizo histerectomia y doble
anexectomia (dos en etapa premenopausica, una por san-
grado uterino anémalo asociado a leiomioma y otra con
adenomiosis y otras dos en etapa menopausica una de 65
anos concomitante con adenocarcinoma de endometrio y
otra de 81 anos intervenida por masa pélvica).

Tras el estudio anatomopatologico postoperatorio 3 resul-
taron struma ovarii maligno (8,1%): un carcinoma tiroideo
folicular, otro papilar y un tumor carcinoide estrumal.

Solo se dispone de datos de control analitico posterior y
seguimiento multidisciplinar por ginecologia y endocrinolo-
gia en 8 casos, de los cuales solo una mujer ha presentado
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niveles elevados de hormona TSH y anticuerpos antitiroideos
y otras dos solo de anticuerpos. Los demas casos recogidos
no presentaron alteraciones analiticas.

Tras diagnostico de malignidad se realiz6 estudio de
extension con resultado negativo en el caso de estirpe foli-
cular a quien se le realizo tiroidectomia total profilactica
sin tratamiento adyuvante con radioyodo por rechazo de la
paciente. En el de estirpe papilar la TAC objetivo lesion sos-
pechosa a nivel tiroideo, constatandose tras tiroidectomia
total microcarcinoma papilar de 2 mm e hiperplasia nodu-
lar, completando en esta el tratamiento con radioyo. En el
resto de los casos no se realizé ningln tratamiento com-
plementario, sin datos de recidiva a nivel ovarico u otras
localizaciones en el seguimiento realizado.

Discusion

En quince anos de reclutamiento en un centro de tercer
nivel, solo se han encontrado 37 casos de struma ovarii, tra-
tandose por tanto de un tumor verdaderamente infrecuente.

La edad de presentacion fue similar a la del resto de los
teratomas, predominantemente en la edad reproductiva y
concordante con el estudio de Talerman publicado en el
2011 donde afectaba predominantemente en la edad fér-
til de la mujer, de hecho dos de nuestras pacientes estaban
embarazadas en el momento del diagnostico'®.

Su comportamiento suele ser benigno, sehalandose cifras
de malignidad en el 8,1%, similares a otras revisiones*'"'2,
Se consideran como criterios mas fiables de malignidad la
presencia de invasion vascular y el hallazgo de metastasis a
distancia. La invasion capsular es dificil de establecer debido
a la ausencia de capsula en muchas de estas lesiones*'".
Los tipos mas frecuentes en caso de malignizacion son
el carcinoma papilar, caracterizado por células en « cris-
tal esmerilado» también conocidas como «ground glass» u
«overlapping nicleo» (44%), seguido del carcinoma folicu-
lar (30%) y de la variante folicular del carcinoma papilar
(20%)17—19_

En nuestra serie se registraron tres casos malignos
de estirpes diferentes: un caso de carcinoma folicular,
otro de tipo papilar y un caso extremadamente infrecuente
de tumor carcinoide estrumal sobre un teratoma maduro.

Desde el punto de vista clinico, como en otras revisiones
de la literatura, el dolor, la masa pélvica y las irregularida-
des menstruales fueron los sintomas mas frecuentes en el
momento del diagndstico®'"1520-22,

Se ha visto que la presencia de manifestaciones clinicas
depende del tamano del tumor y del origen histologico, por
lo tanto tumores muy grandes o malignos producen manifes-
taciones clinicas mas floridas'”.

Menos frecuentemente puede presentarse con clinica de
tirotoxicosis y ascitis. Ferrero relaciona la aparicion de sin-
tomas de hipertiroidismo con este tipo de tumores ovaricos
hasta en un 8% de los casos, sobre todo cuando su tamano
es superior a 3cm®. Izumi describe la presencia de crisis
tirotoxicosica como una rara manifestacion, produciéndose
esta después de la extraccion tumoral o en los casos de
malignizacion®.

En nuestra serie la mayoria de los casos cursaron asin-
tomaticos siendo hallazgos casuales o incidentales en el
contexto de otros estudios o de revisiones ginecoldgicas,

por ello no se tienen datos previos analiticos con deter-
minacion de hormonas tiroideas, pero contrariamente a los
propuesto por Ferrero y por Izumi no encontramos la rela-
cion de tirotoxicosis tras la extraccion tumoral o en los casos
de malignizacién descritos®?3. En ninglin caso la paciente
consulté por sintomas de hipertiroidismo, a pesar de que en
todos los casos el tumor fue superior o igual a 5cm y tres de
ellos resultaron estruma ovarii maligno.

En los casos de gestacion si disponemos de analiticas
previas al diagndstico por tratarse de una prueba proto-
colizada en todas las gestantes. En ambas se registraron
valores normales de hormonas tiroideas y su diagnéstico
fue incidental, una durante la ecografia obstétrica ruti-
naria de primer trimestre y la otra durante la realizacion
de una cesarea. En la literatura, se recogen muy pocos
casos de struma ovarii asociado a embarazo y en la mayo-
ria también como un hallazgo casual’?® y con menor
frecuencia coexistiendo hipertiroidismo y embarazo?®?’
0 como masa ovarica durante el primer trimestre de
embarazo®®.

Una vez detectada la existencia de masa ovarica la sos-
pecha preoperatoria de estruma ovarii es dificil, debido a la
ausencia de peculiaridades en las pruebas de imagen que nos
permitan su diagnodstico diferencial con el quiste dermoide,
este Ultimo mucho mas frecuente. Con la introduccion del
estudio de fluxometria doppler algunos autores describen
que en el caso de struma ovarii se detecta un aumento
de flujo sanguineo en el centro de la lesion, mientras que
la vascularizacion es predominantemente periférica en el
quiste dermoide. Esta diferencia en la distribucion de flujo
sanguineo esta dada por la alta vascularizacion del tejido
tiroideo en comparacion con el contenido avascular del
quiste dermoide?®-32,

En nuestra serie la aplicacion de fluxometria doppler en
el estudio de la masa no aporté una informacion extra que
nos hiciera sospechar que se tratara de un estruma.

La piedra angular del tratamiento del struma ovarii es la
cirugia®. En casos de struma ovarii benigno es de eleccion
la quistectomia u ooforectomia y anexectomia segin los
deseos genésicos de la paciente. Se realiza histerectomia y
doble anexectomia en algunos casos de mujeres con deseos
genésicos cumplidos. No obstante, la baja frecuencia de
este tipo de teratoma ovarico implica la individualizacion
de la conducta terapéutica segun las caracteristicas de
cada paciente®.

En concordancia con el estudio de Ayhan et al.** que
recomiendan la cirugia conservadora con preservacion de
la fertilidad para los estrumas ovaricos benignos, en el
presente estudio en un 59,45% de las pacientes se realizo
anexectomia unilateral, un 29,73% quistectomia y solo en
10,81% anexectomia bilateral.

En cuanto a la via de abordaje, es un hecho cono-
cido que la cirugia laparoscopica ofrece beneficios sobre
la laparotomia en el tratamiento quir(rgico de la masa
anexial benigna, con disminucion del sangrado intraope-
ratorio, disminucion del dolor, de la estancia hospitalaria,
incorporacion mas pronta de la paciente a su actividad coti-
diana y minimizacion de los costes, sin que ello suponga
un aumento del riesgo de recidiva®3¢. En nuestra casuis-
tica, el nimero de cirugias via laparoscopica supero la
via laparotomica a pesar de que se analizd un periodo de
15 anos.
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Dada la rareza del struma ovarii maligno, las estrate-
gias de tratamiento y seguimiento postoperatorio no estan
todavia bien definidos®37-3. Solo disponemos de pequefas
series de casos y revisiones en la literatura. Hay autores que
proponen un manejo similar al de otros tumores de células
germinales® y otros lo manejan de forma similar al car-
cinoma tiroideo primario®>“°. Las opciones de tratamiento
quirdrgico se basan en la exéresis de la neoplasia ovarica® y
abarcan desde la cirugia mas radical (histerectomia total
mas salpingooforectomia bilateral con lavado peritoneal,
linfadenectomia pélvica, paraortica y omentectomia), hasta
las opciones mas conservadoras (ooforectomia unilateral e
incluso quistectomia), que se contemplan posibles en casos
de mujeres jovenes con deseo de descendencia, en las que
no existe evidencia de invasion vascular o metastasis a
distancia®*'.

En ningun caso de los estrumas ovaricos malignos repor-
tados se realizd cirugia radical ginecoldgica pero hay que
destacar que el uso de cirugia conservadora para los casos de
bajo grado de malignidad y confinados al ovario, como eran
los nuestros, no mostraron signos de recidiva ni metastasis
después de mas de 5 anos de la cirugia. Estos hallaz-
gos apoyan la idea que otros estudios sugieren de que el
struma ovarii maligno es de baja agresividad y de bajo
potencial metastasico'>***2, En todos ellos se realizo tiroi-
dectomia total profilactica. En uno de ellos se concluyd
con un diagnostico secundario de carcinoma de tiroides
coexistente.

En cuanto a la necesidad o no de incluir la tiroidectomia
total y ablacion tiroidea existe controversia entre los distin-
tos autores. Su recomendacion esta apoyada por el hecho
de que las pacientes sometidas a este tipo de tratamiento
tienen menos predisposicion a presentar recidivas'®. Algu-
nos grupos ven positiva la realizacion de una tiroidectomia
antes del tratamiento adyuvante para potenciar los efectos
de la radioablacion. Ademas, una tiroidectomia proporcio-
naria la confirmacion patoldgica del origen ovarico. Yassa*,
clasifico el riesgo de recurrencia del struma ovarii maligno
en riesgo bajo (foco de malignidad menor de 2 cm, sin cri-
terios histologicos de riesgo), para los cuales establece la
posibilidad de tratamiento conservador mediante ooforec-
tomia y seguimiento periédico mediante tiroglobulina sérica
y de riesgo alto (grandes carcinomas, enfermedad extraova-
rica o patrones histolégicos mas agresivos), en las que indica
tiroidectomia total mas radioablacién con '3'I.

La presencia de metastasis ha sido demostrada solo en el
5-6% de las pacientes con struma maligno'"#+%, La mayo-
ria de las metastasis se dan en peritoneo, higado, ganglios
linfaticos y esqueleto®. Normalmente las metastasis se pre-
sentan en el momento de las recurrencias mas que en
el momento del diagndstico”*. La tasa de recurrencia
en pacientes con struma ovarii maligno que se someten a
cirugia sin radioablacion posterior ha sido citada hasta el
50%13,41,49.

La tiroglobulina sérica es producida tanto por el tejido
tiroideo del struma benigno como maligno y nos sirve para
el seguimiento. Elevaciones en sus niveles por encima de
10 ng/ml en pacientes clinicamente libres de enfermedad
sugieren recurrencia de la misma e indicaciéon de rastreo
corporal total con iodo radiactivo'®. Del total de casos, solo
en un 21% de ellos se ha realizado seguimiento analitico,
siendo normal en todos ellos.

Conclusiones

El estruma ovarico es un teratoma monodérmico altamente
especializado, en el cual el componente mayoritario es de
tejido tiroideo. La baja frecuencia y el reducido nimero
de series comunicado en la literatura hace dificil estable-
cer un solido manejo clinico y enfoque terapéutico. En
lineas generales, la cirugia conservadora se recomienda para
los pacientes que tienen struma ovarii benigno, especial-
mente si desean preservar la fertilidad. Ademas, la cirugia
laparoscopica se recomienda para el abordaje quirdrgico
para su extraccion, ya que se traduce en una menor estan-
cia hospitalaria y una menor incidencia de complicaciones
postoperatorias. En caso de malignidad, las opciones de tra-
tamiento quirdrgico abarcan desde la cirugia mas radical
hasta las opciones mas conservadoras posibles en casos de
mujeres jovenes con deseo de descendencia, en las que
no existe evidencia de invasion vascular o metastasis a
distancia, seguidas de tiroidectomia total profilactica mas
radioablacion con "3'I.
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