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secuencia seria el origen de la duplicacién uretral. La mayoria
de los pacientes se diagnostican en los primeros afios de vida®.
La forma de presentaciéon clinica mas frecuente es la
existencia de un doble meato uretral y/o un doble chorro
miccional. Otras manifestaciones descritas son la presencia
de infecciones urinarias de repeticién, reflujo vesicoureteral,
incontinencia y goteo perineal durante la miccién®. El
diagnoéstico se basa en la exploracién fisica completada con
la cistouretrografia miccional seriada y la uretrocistoscopia®.
La ecografia ayuda al diagnéstico de otras posibles anomalias
urinarias asociadas. Las diferentes variantes anatémicas se
agrupan segin la clasificacién de Effmann® en 3 tipos, con
diferentes subtipos, siendo la mas frecuente el tipo 1A que no
tiene comunicacién ni con la uretra ni con la vejiga.

El caso presentado corresponderia con el tipo uAl de la
clasificacién de Effmann, con dos uretras no comunicadas
entre si que se originan de forma independiente en la vejiga. El
tratamiento debe ser individualizado en funcién de la variante
anatémica y de la repercusién clinico-funcional. Salle et al®
propusieron un esquema terapéutico orientador cuyas opcio-
nes van desde la abstencién terapéutica hasta la exéresis de la
uretra dorsal accesoria, pasando por la meatoplastia aislada, la
uretroplastia con colgajo o la reseccién endoscépica del
tabique interpuesto entre ambas uretras.

En conclusidn, la duplicacién uretral es una rara anomalia
urolégica de origen desconocido y cuya presentacién clinica
varia en funcién del tipo anatémico de la malformacién. Su
diagnostico puede pasar desapercibido, especialmente en
pacientes que presentan otras anomalias asociadas como
hipospadias o extrofia vesical. El tratamiento debe ser
individualizado y abarca desde la abstencién terapéutica
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hasta diferentes opciones quirtirgicas dependiendo de la
variante anatémica.
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Tumor testicular de células de Sertoli con marcadores

neuroendocrinos positivos

Sertoli cell tumor of the testis with positive neuroendocrine markers

Sr. Director:

Los tumores de células de Sertoli (TCS) representan menos del
1% de todas las neoplasias testiculares y se engloban dentro
del grupo de los tumores de los cordones sexuales junto con
los tumores de células de Leidyg, los tumores de la granulosa
y los mixtos.

Presentamos el caso de un paciente varén de 69 afos, sin
antecedentes de interés, que acudié a nuestra consulta por
presentar algia testicular izquierda intermitente de varios
meses de evolucién, con ausencia de clinica miccional. El
dolor se encontraba localizado a nivel del polo superior del
testiculo izquierdo, sin llegar a palpar irregularidades, masas
o engrosamientos anormales. Se realizé una ecografia en la
que encontramos una lesién intratesticular de 1,5c¢m x 1cm,

hipoecogénica, homogénea, localizada a nivel del polo
superior del testiculo izquierdo y rodeada por una delgada
capsula, sin guardar relacién con el epididimo u otras
estructuras testiculares (sospecha de quiste epidermoide). E1
resto del érgano era normal asi como el contralateral. Los
marcadores tumorales (AFP, B-hCG y LDH) fueron negativos. A
la luz de los datos clinicoradiolégicos se realizd una
tumorectomia con biopsia intraoperatoria, informada como
lesiéon de caracteristicas benignas con pulpa adyacente
totalmente normal, optando por cirugia conservadora. El
andlisis anatomopatolégico definitivo fue de tumoracién bien
delimitada, no encapsulada, rodeada de tubos seminiferos
con espermatogénesis completa. Presentaba patrén de creci-
miento difuso constituida por nidos sdlidos (fig. 1) con
estructuras tubulares y retiformes, sin atipia citolégica ni
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Figura 1 - Patrén de crecimiento difuso constituido por
nidos soélidos con estructuras tubulares y retiformes.
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Figura 2 - Inmunorreactividad positiva para sinaptofisina.

mitosis. El estroma estaba marcadamente hialinizado y las
células tumorales presentaban inmunorreactividad frente a
vimentina, CD 99 y sinaptofisina (fig. 2), siendo débilmente
positivas para inhibina. No expresaron PLAP, EMA, citoqueratina
7, CAM 5.2, CA 125, S-100, calretinina, actina, desmina,
CD 117, HMB 45, PSA, ni Melan-A. Ultraestructuralmente,
las células tumorales mostraron ausencia de granulos de
neurosecrecion.

Con todos estos hallazgos, el diagnéstico definitivo fue de
TCS variante clasica, sin rasgos que sugirieran malignidad y
con la peculiaridad de la expresién de marcadores neuroen-
docrinos (sinaptofisina). Planteamos el diagnéstico diferen-
cial con un tumor carcinoide (desechado por la morfologia y
por el estudio ultrastructural de esta lesidn que no
demostré la presencia de granulos de neurosecrecién) y
con un tumor de células de Leydig (descartado por
inmunihistoquimica).

El estudio se completd con una TAC abdominopélvica para
descartar posibles adenopatias retroperitoneales, resultando
completamente normal.

Actualmente y tras 12 meses de seguimiento, el paciente se
encuentra asintomatico, con marcadores, ECO testicular y
exploracién fisica rigurosamente normales.

Los TCS se engloban dentro de los tumores de los cordones
sexuales junto con los tumores de células de Leidyg, los
tumores de la granulosa y los tumores mixtos, considerando-
se una patologia infrecuente pues tan solo representan el 1%
de todos los casos diagnosticados. Pueden aparecer a
cualquier edad, aunque la mayoria se encuentra entre los
15 y los 80 afios, con una media de 45 afios?.

Se suelen presentar de forma asintomatica, con marcadores
negativos y la mayor parte de las ocasiones como un hallazgo
casual tras un estudio de imagen por otros motivos. No
obstante y pese a que no son tan metabdlicamente activos
como los tumores de Leidyg, pueden ocasionar ginecomastia
o precocidad sexual en relacién con la produccién excesiva de
hormonas en aproximadamente un 20-30% de los pacientes®.
No se relacionan con la criptorquidia a diferencia de los
tumores de células germinales, aunque si se suele asociar en
ocasiones a sindromes como el sindrome de Peutz Jeguers o el
sindrome de Carney®. En nuestro caso se presenté en forma
de dolor testicular en un varén de 69 afos sin ningin signo o
sintoma de sobreproduccién hormonal y no asociado a otras
patologias concomitantes.

Histopatolégicamente podemos distinguir 3 subtipos: TCS
clasico, TCS de células gigantes calcificadas y TCS esclerosante®*.

La variante cldsica es la mas frecuente y posee un rango muy
variable de caracteristicas anatomopatolégicas. Presenta un
patrén tubular, con células de citoplasma amplio palido o
eosinéfilo, nucleo vesiculoso con nucleo y estroma hialinizado.
En casos complicados se realiza histoquimica con positividad
para citoqueratina e inhibina y negatividad para PLAP.

El TCS de células gigantes calcificadas es otra variante con
edad de presentacién mas precoz. Afecta fundamentalmente
a nifios y a varones en torno a los 20 afios, con patrén de
crecimiento sélido, células poligonales, prominente nucleolo
y calcificaciones.

La variante esclerosante se considera extremadamente
infrecuente, con 14 casos descritos en la literatura médica
hasta la fecha®. Presenta pequefios tubos en un estroma
escleroso. Suelen ser negativos o débilmente positivos para
citoqueratina.

La gran mayoria de los TCS suelen ser de naturaleza
benigna, no obstante, entre el 10-22% presentan capacidad
de metastatizacién (menos de 50 casos publicados), guardan-
do cierta relacién con el subtipo tumoral®’. Podriamos
encontrar enfermedad metastdsica en un 15-20% de los del
tipo células grandes calcificadas y entre un 5-10% en el tipo
clasico. No hay datos claros en cuanto a la capacidad de
diseminacién de los TCS esclerosos.

No existen en la actualidad criterios de malignidad
unificados o estandarizados, aunque si hay alteraciones
histopatolégicas que nos pueden orientar en gran medida,
como son la moderada o severa atipia citolégica, un didmetro
mayor de 4-5cm, la presencia de mas de 5 mitosis por cada 10
campos o la necrosis y la invasién vascular-linfatica’”. El
Unico criterio inequivoco sigue siendo la presencia de
metastasis (supervivencia media de 2 afios en estos casos).

Existen casos descritos en la literatura médica® de TCS con
marcadores neuroendocrinos positivos, como en nuestro
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paciente, que dificultan el diagnéstico anatomopatolégico y
obligan a descartar, entre otras, la existencia de tumor
carcinoide testicular. En el momento actual se desconocen
las implicaciones clinicas de este hallazgo casual.

El tratamiento habitual de estas lesiones es la orquiectomia
inguinal, acompafiada de linfadenectomia retroperitoneal si
se demuestran crecimientos ganglionares en los casos
malignos®, asi como poliquimioterapia sistémica y radiotera-
pia (normalmente con prondéstico ominoso). Existen casos
descritos en la literatura médica en los que se ha realizado
cirugia conservadora (tumorectomias) en casos bilaterales, en
varones prepuberales’® o en casos claramente benignos como
en el nuestro. Es necesario un seguimiento a largo plazo
debido a que se han descrito metastasis incluso a los 15 afos
desde el tratamiento. Debido a lo de esta
patologia no existe una pauta para seguir, aunque si se
recomienda la realizacién periédica de andlisis con marca-
dores tumorales (AFP, BhCG, LDH) hormonas (estrdégenos,
progesterona y testosterona), exploracién fisica y TAC
toracoabdominal.

La baja incidencia y el relativo desconocimiemto a largo
plazo de este tipo de tumores, asi como el hallazgo
excepcional de caracteristicas de neurosecrecién en nuestro
tumor y las escasas referencias en la literatura médica al
respecto®, nos plantea la duda de si realmente este hecho
pudiera ser clinicamente significativo o wun hallazgo
meramente casual.

inusual
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Leiomioma bilateral y asincrénico de epididimo:

presentacion de un caso

Bilateral and metachonous leiomyoma of the epidydimo: a case report

Sr. Director:

Presentamos el caso clinico de un leiomioma de epididimo
bilateral de aparicién asincrénica. Hemos realizado una
revisiéon de los casos publicados en los ultimos diez afios
analizando el diagnéstico, el tratamiento y el seguimiento.

Los leiomiomas de epididimo son tumores benignos y poco
habituales en la practica clinica diaria. Representan el
segundo grupo de tumores paratesticulares, siendo solo el
15% bilaterales.

Paciente varén de 60 afios que acudié a la consulta externa
derivado del médico de familia por elevacién del antigeno
prostatico especifico (PSA). El paciente referia antecedentes de
orquiectomia por un tumor benigno de testiculo, ademas de
hipertensién arterial. Revisando el historial clinico, habia sido
intervenido hacia tres afios por una masa paraescrotal derecha
de 4cm de didmetro maximo, practicandosele orquiectomia
derecha mas colocacién de prétesis de silicona. El resultado del
estudio anatomopatolégico reveldé una masa fusiforme
de 4cm, localizada en la cola del epididimo derecho, que fue
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