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RELATO DE CASO

Leiomiossarcoma paratesticular: relato de caso e revisao de literatura
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Resumo

Introdugéo: O leiomiossarcoma é um tumor maligno de células mesenquimais. Este estudo tem como objetivo apresentar um caso clinico de sarcoma
paratesticular subtipo leiomiossarcoma, tendo em vista sua escassez na literatura. Relato de caso: Paciente, 40 anos, sexo masculino, negro, higido, iniciou
quadro de dor em regido de bolsa escrotal. Foi submetido a ultrassonografia que evidenciou tumor testicular a esquerda. Foi realizada abordagem cirurgica.
Consideracdes finais: O leiomiossarcoma é um tumor maligno com envolvimento de musculo liso. Devido a raridade do leiomiossarcoma paratesticular,
ndo existe protocolo estabelecido na literatura. A importancia da equipe multidisciplinar e especializada com acompanhamento longitudinal tem o intuito
de instituir a terapia padrdo-ouro e evitar recorréncia.
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Abstract

Introduction: Leiomyosarcoma is a malignant tumor of mesenchymal cells. This study aims to present a clinical case of paratesticular sarcoma subtype
leiomyosarcoma given its scarcity in the literature. Case report: The patient, 40 years old, male, black, healthy, started with pain in the scrotal region. He
was submitted to ultrasonography which showed a testicular tumor on the left. A surgical approach was performed. Final consideration: Leiomyosarcoma
is a malignant tumor with smooth muscle involvement. Due to the rarity of paratesticular leiomyosarcoma, there is no established protocol in the literature.

The importance of a multidisciplinary and specialized team with longitudinal follow-up to establish the gold standard therapy and avoid recurrence.
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INTRODUGCAO

O tumor testicular é encontrado na populagdo masculina
em torno de 1 a 1,5% de todos os canceres nesse grupo.
Sdo divididos em trés subtipos: células germinativas; células
ndo germinativas e extragonadais. Os fatores de risco sdo
criptorquidia, atrofia testicular, sindrome de Klinefelter,
infertilidade, histéria familiar, fatores hormonais e presencga de
tumor testicular contralateral®.

Os sintomas comuns sdo dor, aumento do volume testicular e
nodulo testicular. A propedéutica inicial € por meio de exame
fisico e ultrassonografia (US) de bolsa escrotal. Os marcadores
tumorais sdo beta gonadotrofina coriénica humana (beta-
HCG), alfafetoproteina (AFP) e desidrogenase lactica (LDH).
Tomografia computadorizada (TC), ressondncia magnética
nuclear (RNM) e tomografia por emissdo de positrées (PET-
scan) podem ser realizadas para avaliar linfonodomegalia e
metdstase a distancia®.

As neoplasias paratesticulares constituem cerca de 2% dos
tumores do trato génito-urinario, sendo a sua maioria tumores
benignos. O leiomiossarcoma é um tumor maligno de células
mesenquimais, significando cerca de 20% dos casos de sarcomas
paratesticulares?.

A partir desse pressuposto, este estudo visa apresentar um caso
clinico de sarcoma paratesticular subtipo leiomiossarcoma com
invasdo de testiculo ipsilateral, tendo em vista a sua escassez
na literatura.

RELATO DE CASO

Paciente de 40 anos, sexo masculino, negro, previamente
higido, iniciou, em setembro de 2020, quadro de dor em regido
de bolsa escrotal associado ao aumento do volume testicular.
Porém, ele ndo buscou atendimento médico inicialmente,
devido ao momento critico da sociedade brasileira durante
pandemia por COVID-19.

Entretanto, cerca de oito meses apds inicio dos sintomas
(maio/2021), procurou assisténcia médica em atengdo primaria
por piora do quadro inicial. O médico da atencdo primaria que
o atendeu, orientou-o para a necessidade da realizagao de
exame de imagem (ultrassom de bolsa escrotal). Esse exame foi
realizado em agosto do presente ano, o qual mostrou:

1. Testiculo direito de volume aumentado; padrdo heterogéneo
hiperecogénico, medindo 6,1x3,5x5,0cm (volume 55,8 cm3)
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com aumento da vascularizagdao; multiplas imagens nodulares
hipoecogénica em hemibolsa direita, as maiores. Medindo,
aproximadamente, 6,8x4,7cm e 6,2x5,1cm;

2. Testiculo esquerdo de volume reduzido, relevo e forma
normais; padrdo homogéneo e hipoecogénico, medindo
3,8x1,7x2,7cm (volume 9,1cm3);

3. Epididimo direito de volume aumentado e hipoecogenicidade,
sugerindo patologia inflamatéria, medindo 1,9x2,7cm com

aumento da vascularizagao;

4. Epididimo esquerdo de aspecto sonografico habitual
1,1x0,6cm;

5. Dilatagdo e tortuosidade dos vasos do plexo pampiniforme
a direita, permitindo refluxo visivel apés manobra de valsava
ao estudo de Doppler colorido, sugerindo varicocele grau /11l
(Figura 1)

Figura 1. Imagens ultrassonograficas ilustrativas do nddulo paratesticular

Ap0s retorno ao médico da atencdo primaria portando exame
de imagem no fim do més de agosto de 2021, é referenciado
para o servico de urologia da Santa Casa da Misericérdia de
Fortaleza. Apds duas semanas de ser referenciado ao servico,
em consulta inicial, foram solicitados marcadores tumorais
(AFP, beta-HCG, LDH), cujos resultados estavam normais.

Foi realizada abordagem cirurgica (orquiectomia radical direita)
no dia 16/9/2021 sem intercorréncias; recebeu alta hospitalar

no segundo pds-operatério com retorno ao ambulatério
especializado. O laudo histopatolégico evidenciou sarcoma
fusocelular de grau intermediario (GRAU Il), com invasdo
de testiculo ipsilateral e margem em tunica vaginal livre de
lesdo. A imuno-histoquimica apresenta, como diagndstico,
Leiomiossarcoma grau 2 com Caldesmon (h-CD) positivo focal,
Actina Musculo Liso (SMA) positivo e Desmina (D33) positiva.
(Figura 2)

Figura 2. A — Pega cirurgica (orquiectomia radical direita); B — Células fusiformes com ntcleos arredondados e citoplasma fibrilar
eosinofilico de moderado a abundante. As células sdao dispostas em longos fasciculos que se cruzam, paralelos e perpendiculares
ao plano de corte. Pleomorfismo nuclear moderado é, geralmente, observado. Figuras mitéticas, inclusive atipicas, sdo faceis de
encontrar. C — Estudo imuno-histoquiico é positivo difusamente para actina musculo liso.
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No acompanhamento ambulatorial, realizou TC de abdome
total e térax com contraste em novembro de 2021 que ndo
evidenciaram alteragdes significativas. Contudo, em janeiro
de 2022, o paciente iniciou quadro de aumento do volume de
bolsa escrotal e dor, principalmente, a palpagdo. O Ultrassom
de bolsa escrotal com Doppler evidenciou

1. orquiectomia direita;
2. colegdo hipoecoica e heterogénea com dareas anecoicas,
apresentando ecos/traves, paredes espessadas e discreto fluxo

periférico ao Doppler 3,3x2,7x3,2cm (volume 15ml);

3. testiculo esquerdo com forma e volume normal, medindo

3,6x1,6x2,8cm (8,4cm3) associado a varicocele com refluxo ao
Doppler Grau 3;

Discutido caso clinico em sessdo da uro-oncologia e decidido
por resseccdo cirurgica com ampliagdo das margens livres,
sem necessidade de terapia sistémica. Procedimento realizado
somente trés meses apods, com resultado histopatoldgico de
inflamagdo crénica em atividade com tecido de granulagdo sem
evidéncias de malignidade. (Figura 3)

Realizado seguimento regular com consultas trimestrais até
presente data sem evidéncia de recidiva tumoral, visto em
exames de imagem.

Figura 3. A - Pega cirdrgica em reabordagem por suspeita de recidiva local. B — Local de ressecg¢do cirurgica em regido inguinal
direita e bolsa escrotal. C— Pds-operatdrio com reconstrucdo primaria em regido inguinal.

DISCUSSAO

Os sarcomas geniturindrios correspondem menos de 2,7% dos
todos os sarcomas. Tumores de origem paratesticular sdo raros,
correspondendo apenas 7-10% de todos tumores intraescrotais.
Aproximadamente, 70% deles sdao benignos, como lipomas,
tumores adenomatoides e leiomiomas. Dos 30% malignos, 90%
sdo representados por sarcomas, incluindo leiomiossarcoma,
rabdomiossarcoma, lipossarcoma e sarcoma pleomarfico>*4.

O subtipo histolégico mais agressivo é rabdomiossarcoma,
mais comum até 20 anos de idade; entretanto os tumores
mais diferenciados, como leiomiossarcoma, sdo frequentes
na idade adulta®®. O leiomiossarcoma é um subtipo de tumor
maligno com envolvimento de musculo liso, originado do
corddo espermatico, escroto (tunica testicular, musculo dartos
e subcutaneo escrotal) e epididimo. Com a possibilidade de
envolvimento de diversos tecidos em regido da bolsa escrotal, o
tumor pode apresentar evolugdo distinta?.

A histéria natural da doengca sdo tumores escrotais ou
inguinoescrotais indolores, irregular, de crescimento lento,
podendo apresentar dores recorrentes e hidrocele de
aparecimento repentino. A avaliagdo inicial de massa escrotal
é por meio de ultrassonografia de bolsa escrotal com Doppler,
com acuracia superior de 95% para diferenciagdo entre
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testicular e paratesticular. Tumores benignos sdo homogéneos,
e hiperecoicos e malignos apresentam-se com massas mal
definidas, heterogéneas, hipervascularizadas e areas hipo-
hiperecoicas. Exames de imagem como tomografia de abdome
total e tdérax sdo realizadas para estadiamento clinico. A
ressonancia nuclear magnética é utilizada para avaliagdo
detalhada do local com delimitagdo da extensdo tumoral e sua
relagdo com os érgdos adjacentes. O PET-Scan é utilizado para
avaliagdo de doenga a distancia e envolvimento linfonodal®*.

Apesar de o exame fisico descrever localizagdo, consisténcia e
tamanho do nédulo, o diagndstico pré-operatdrio é elucidado,
inicialmente, com ultrassonografia. Porém, o diagndstico preciso
necessita de avaliagcdo histopatoldgica e, até mesmo, imuno-
histoquimica. O caso em estudo necessitou, para confirmagdo
do subtipo do sarcoma, a realizagdo de histopatoldgico e
imuno-histoquimica®*°.

Conforme foi visto em literatura, a imuno-histoquimica do
leiomiossarcoma apresenta positividade comumente para
actina musculo liso (SMA) com elevada especificidade, assim
como também pode apresentar positividade para desmina
(D33), actina muscular HHF35 e h-caldesmon (hCD)” Neste
relato de caso, o paciente apresenta positividade para actina
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musculo liso, caldesmon e desmina e negatividade para actina
muscular HHF35. Portanto, a imuno-histoquimica, em questao,
confirma diagndstico de leiomiossarcoma.

A disseminagdo dos sarcomas paratesticulares € comumente
por invasdo por contiguidade (19,4%), seguida por
hematogénica (11,1%) e linfatica (5,5%)*®. O tratamento
preconizado é a orquiectomia radical via inguinal com extensa
ressecgao dos tecidos moles e linfadenectomia retroperitoneal,
se houver nddulo metastdtico linfonodal retroperitoneal ou
rabdomiossarcoma, pelo risco elevado de envolvimento local.
Tratamento adjuvante com quimioterapia e radioterapia é
controverso, em vista da baixa eficdcia, exceto em paciente com
recorréncia local ou rabdomiossarcoma de grau elevado®32,

Devido a raridade do leiomiossarcoma paratesticular, ndo existe
protocolo estabelecido na literatura. Comumente, a literatura,
ao relatar casos de individuos acometidos com essa patologia,
recomenda o tratamento com orquiectomia radical via inguinal
com ligadura do corddo espermdtico mais alto possivel,
associado a ressec¢do extensa de tecidos moles adjacentes. O
paciente em estudo submeteu-se ao tratamento preconizado.

A taxa livre de recorréncia em 5 anos, apds terapéutica
adequada, é em torno de 60-80%, 63% em 10 anos e 52% em
15 anos. Devido a taxa elevada de recorréncia, os sarcomas
testiculares devem ter um acompanhamento ampliado com
realizacdo de avaliagdo clinica regular, tomografia e cintilografia
Ossea, se houver sintomas Osseos. Pacientes com evidéncia
de recorréncia local devem ser submetidos a ampliagao de
margens cirurgicas em regido inguinal. Em casos em que ha
metdstase a distancia, uma avaliagdo individual deve ser feita
quanto a possibilidade de resseccdao da metdstase, levando-se

em consideragdo o ganho de sobrevida®®®,

O acompanhamento dos individuos deve ser individualizado a
depender do caso clinico, como também das disponibilidades de
recursos no sistema de saude. No seguimento pds-operatorio,
aos seis meses, 0 paciente apresentou suspeita de recidiva,
local da doenga. Decidiu-se por uma reabordagem cirurgica,
sendo feita uma ressec¢ao ampla. Avaliagdo histopatoldgica da
peca cirurgica descartou a presenca de células neopldsicas.

CONCLUSAO

Os tumores paratesticulares sdo patologias raras na populagdo
masculina em geral. Entretanto, necessita-se, para uma
abordagem clinica, diagndstca e terapéutica satisfatéria, de
condigdes infraestruturais encontradas em hospitais terciarios.

Esse caso ilustrativo apresenta, de forma clara e consistente,
a importancia de fazer campanha educativa para populagdo
sobre a importancia da saude do homem com énfase na
detecgdo precoce dos tumores testiculares. Essas agdes podem
ser realizadas mediante campanhas educativas, palestras
comunitdrias, panfletagem entre outros.

Na condugdo do sarcoma escrotal, observa-se a importancia da
equipe multidisciplinar e especializada com o intuito de instituir
a terapia padrdao-ouro e evitar recorréncia. O caso mostra a
escassez de dados na literatura no que se refere ao melhor
tratamento, e estudos sobre os tumores paratesticulares,
especialmente sarcomas, devem ser realizados para se obter
dados com o intuito de melhorar o tratamento no seguimento
desses pacientes.
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