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Resumen

Introduccidén: los tumores glomicos son una neoplasia vascular poco comin derivada de estos tejidos y pertene-
cen a una familia que se caracterizan en su composicion por células glémicas, vasos sanguineos y musculo liso en
diferentes proporciones. Algunos casos han sido considerados tumores glémicos malignos comprendiendo aproxi-
madamente el 2,9% de todas las lesiones diagnosticadas inicialmente como tumor glémico, y su localizacién mds
habitual son los miembros inferiores.

Caso clinico: paciente hombre de 51 afos, sin antecedentes de jerarquia, es derivado a los 17 dias del posoperatorio
de una tiroidectomia total con vaciamiento ganglionar debido a un nédulo tiroideo con citologia Bethesda IV. El
diagndstico anatomopatoldgico informado fue a nivel de 16bulo derecho: carcinoma papilar cldsico. Pero se observé
ademds a nivel prevertebral un drea indeterminada, interpretada primariamente como carcinoma tiroideo indife-
renciado, con abundante angioinvasién. Previo a la tiroidectomia presentaba una tomografia multicorte de cuello
con contraste, que informaba proceso expansivo sélido fusiforme en la regién lateral derecha del cuello ¢ imdgenes
nodulares multiples en ambos pulmones e higado compatibles con secundarismo. Ademds se le habfa realizado una
angiorresonancia magnética con contraste donde se observaban tres imdgenes sélidas intraaxiales supratentoriales
yuxtacorticales. Debido a la amplia cantidad de lesiones a distancia se tomé biopsia de lesidén hepdtica y junto con
ella se envi6 a reanalizar la anatomia patolégica tiroidea, debido al comportamiento atipico de un carcinoma pa-
pilar cldsico de tiroides. Luego de la revisién se concluyé que la lesién del drea prevertebral y la puncién hepdtica
correspondian a un tumor glémico maligno. No fue posible definir si la localizacién tiroidea correspondia al tumor
primario u otra metastasis.

Conclusién: nuestro paciente fue diagnosticado inicialmente como un carcinoma papilar cldsico de tiroides con
un 4rea de indiferenciacién a nivel prevertebral, pero como su comportamiento con multiples metdstasis hepdticas,
pulmonares y cerebrales no era compatible con la presentacién habitual, se decidi6 rever la pieza de tiroides ademis
de realizar biopsia de las lesiones del higado y su estudio con técnicas de inmunohistoquimica, llegando asi a un
diagndstico de tumor glémico maligno sincrénico con su patologia tiroidea. Este tipo de neoplasia es extremada-
mente infrecuente y sobre todo fuera de las extremidades.
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monares, metastasis cerebrales.
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SYNCHRONOUS MALIGNANT GLOMUS TUMOR WITH CLASSIC PAPILLARY THYROID CARCINOMA:
A CASE REPORT.

Abstract

Introduction: glomus tumors are rare vascular neoplasms derived from these tissues and belong to a family characterized
in their composition by glomus cells, blood vessels and smooth muscle in different proportions. Some cases have been
considered malignant glomus tumors, comprising approximately 2.9% of all the lesions initially diagnosed as glomus
tumors, and their most common location is the lower limbs.

Clinical case: A 51-year-old male patient, with unremarkable past medical history, was referred 17 days after a total
thyroidectomy with lymph node dissection due to a thyroid nodule with Bethesda 1V citology. The reported pathological
diagnosis was at the level of the right lobe: classic papillary carcinoma. But an indeterminate area was also observed at the
prevertebral level, interpreted primarily as undifferentiated thyroid carcinoma, with abundant angioinvasion.

Prior to the thyroidectomy, he presented a multislide neck romography with contrast thar reported spindle-shaped solid
expansive process in the right lateral region of the neck and multiple nodular images in both lungs and liver compatible with
secondarism. In addition, a magnetic resonance angiography with contrast had been performed where three juxtacortical
supratentorial intraaxial solid images were observed.

Due 1o the large number of distant lesions, a biopsy was taken from a liver lesion; simultaneously the thyroid pathology was
re-analyzed, due to the atypical behavior of a classic papillary thyroid carcinoma. Afier the review, it was concluded that
the lesion in the prevertebral area and the liver corresponded to a malignant glomus tumor. It was not possible ro define
whether the thyroid location corresponded to the primary tumor or to another metastasis.

Conclusion: our patient was initially diagnosed as having a classic papillary thyroid carcinoma with an area of
undifferentiation ar the prevertebral level, but since its behavior with multiple liver, lung and brain metastases was not
compatible with its usual presentation, it was decided to review the thyroid specimen in addition to obtaining biopsy liver
lesions and studying them with immunobistochemical techniques, thus reaching a diagnosis of a malignant glomus tumor
synchronous with its thyroid pathology. This type of neoplasm is extremely rare, and especially outside the extremities.

Key words: malignant glomus tumor, classic papillary thyroid carcinoma, liver metastases, lung metastases, brain

metastases.

Introduccién

Los cuerpos glémicos son anastomosis arteriove-
nosas especializadas que controlan la termorregulacion
a través del flujo sanguineo y se localizan en la piel, en
las regiones subungueales y, con menos frecuencia, en
el tejido subcutdneo.! Los tumores glémicos son una
neoplasia vascular poco comtn derivada de estos teji-
dos y pertenecen a una familia que se caracterizan en su
composicién por células glémicas, vasos sanguineos y
musculo liso en diferentes proporciones.” Cldsicamente
se localizan bajo las ufas, pero también se han reporta-
do casos en tracto respiratorio, mediastino y pulmones,
tracto gastrointestinal y sistema genitourinario.’ La ma-
yorfa de los tumores glémicos del sistema digestivo se
localizan en el estdmago, siendo extremadamente rara

su localizacién en el tracto hepatobiliar.*
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Algunos casos han sido considerados tumores
glémicos malignos en base a diferentes caracteristicas
histolégicas como la atipia nuclear, la necrosis y la acti-
vidad mitética. Estos tumores son lesiones infrecuentes,
comprendiendo aproximadamente el 2,9% de todas las
lesiones diagnosticadas inicialmente como tumor glé-
mico, y su localizacién mds habitual son los miembros
inferiores.’

A continuacién se expone un caso clinico de un
paciente con un tumor glémico maligno estadio IV de
localizacién primaria incierta que se presenta de manera

sincrénica con un carcinoma papilar cldsico de tiroides.
Caso clinico

Paciente hombre de 51 afos, sin antecedentes
de jerarquia, es derivado por el Servicio de Cirugfa de
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Cabeza y Cuello al Servicio de Endocrinologia a los 17
dias del posoperatorio de una tiroidectomia total con
vaciamiento ganglionar derecho y recurrencial derecho
debido a un nédulo tiroideo con citologia Bethesda IV,
para seguimiento y continuacién del tratamiento de su
patologfa.

En el momento de la primera consulta al Servicio
se encontraba bajo tratamiento sustitutivo con levoti-
roxina 50 mcg diarios, no habiendo recibido atn dosis
terapéutica de I''.

El diagnéstico anatomopatolégico informado fue:
a nivel de lé6bulo derecho, tumor de 3,7 x 3,7 x 2,0 cm
de aspecto esclerosante y sectores de patrén sélido, y a
nivel de 16bulo izquierdo, tumor de 1 cm de didmetro
mayor, ambos con tipo histolégico de carcinoma papilar
cldsico. El margen superior del [6bulo derecho se encon-
traba ampliamente invadido por la neoplasia, mientras
que el posterior derecho estaba focalmente comprome-
tido.

Se observé ademds a nivel prevertebral un drea
indeterminada, interpretada primariamente como car-
cinoma tiroideo indiferenciado, con invasién vascular,
perineural y linfética con compromiso de 1 ganglio en
el vaciamiento ganglionar linfdtico derecho, con 2 me-
téstasis libres en el tejido adiposo adyacente, y de 6 gan-
glios del vaciamiento recurrencial derecho.

Previo a la tiroidectomia presentaba una tomo-

graffa multicorte de cuello con contraste endovenoso,
que informaba proceso expansivo sélido fusiforme en la
regién lateral derecha del cuello, en relacién con el es-
ternocleidomastoideo, por delante de la arteria carétida
primitiva, con eje mayor cranecocaudal, que mostraba
bordes parcialmente definidos y lobulados, y un drea de
realce sélido en su polo inferior, con un patrén de realce
sumamente heterogéneo en el resto de la lesion, con de-
sarrollo de neovasos en su interior, que media 76 x 40 x
32 mm. Habia desplazamiento de la hipofaringe, larin-
ge y trdquea hacia la izquierda, y la lesidn contactaba y
comprimia al l6bulo tiroideo contra el paquete vascular
del cuello.

Se observaba ademds una imagen redondeada, hi-
podensa, en lébulo izquierdo de 9 x 8 x 11 mm. Ver
Figuras 1y 2.

Luego de la tiroidectomia presentaba una tomo-
graffa multicorte de cuello, térax, abdomen y pelvis con
contraste endovenoso, que evidenciaba un proceso ex-
pansivo sdlido en la regién lateral derecha del cuello,
en situacién posteromedial al esternocleidomastoideo,
rodeando la arteria carétida primitiva, descendiendo
por ésta hasta la region supraclavicular. Hacia arriba se
extendfa por espacio visceral yugulocarotideo, parafa-
ringeo y retrofaringeo. Mostraba bordes parcialmente
definidos y lobulados, observando dreas heterogéneas
y de hiporrealce de aspecto necrdtico, que media 56 x

Figura 1. TAC de cuello previo a la tiroidectomia evidenciando proceso expansivo sélido en

region lateral derecha, que desplaza la hipofaringe, la laringe y la trdquea.
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Figura 2. TAC de cuello previo a la tiroidectomia que evidencia proceso expansivo sélido en
regi6n lateral derecha por delante de la arteria carétida primitiva y en situacién con el mas-

culo esternocleidomastoideo.

34 x 28 mm. Determinaba ligero desplazamiento de la Dado los antecedentes del paciente, dichos hallaz-
hipofaringe y laringe hacia la izquierda. Se observaban  gos podian corresponder a recidiva local. También se
ademds aisladas adenopatias que no alcanzaban rango  visualizaban cambios coincidentes con los antecedentes
megilico. de tiroidectomia y linfaadenectomia local. Ver Figura 3.

Figura 3. TAC de cuello luego de la tiroidectomia mostrando proceso expansivo sélido en

regién lateral derecha, que rodea a la arteria cardtida primitiva y desciende por ésta hasta la

regi6n supraclavicular.
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B

Figura 4. TAC de térax que evidencia nédulo sélido
de 6 mm en segmento medial del 16bulo medio de
pulmén derecho.

El andlisis del parénquima pulmonar puso en evi-
dencia imdgenes nodulares y pseudonodulares en topo-
graffa de segmentos basales de 16bulo inferior izquierdo,
y postero y laterobasal del 16bulo superior derecho, este
tltimo subpleural. En segmento medial del 16bulo me-
dio derecho, se observaba otra imagen nodular de aspec-
to sélido que media 6 mm.

Se visualizaban imdgenes micronodulares en seg-
mento laterobasal del l6bulo inferior derecho y segmen-
to posterobasal del lébulo inferior izquierdo. Se identi-
ficaban ademds dreas parcheadas en vidrio esmerilado
en pulmén derecho en segmentos posterobasal y apical
del 16bulo inferior, y lateral del 16bulo medio y superior.

Se observaba una formacién pseudonodular de as-
pecto vascular en segmento anterior del lébulo superior
del pulmén derecho. Ver Figuras 4 y 5.

Habia hepatomegalia a expensas de multiples e
incontables imdgenes nodulares a nivel del parénquima
hepético con refuerzo hipovascular y halo hiperdenso
compatibles con secundarismo. Ver Figura 6.

Ademis se le habia realizado una angioresonancia
magnética con contraste endovenoso posterior a la ciru-
gia, donde se observaban tres imdgenes nodulares solidas
intraaxiales supratentoriales yuxtacorticales en topogra-
fia temporal postero-lateral derecha, de 20 mm, parietal
derecha de 12 mm, y frontal precentral homolateral en
la convexidad, de 11 mm. Presentaban intensidad de
sefial heterogénea, predominantemente isointensas con
respecto al cortex cerebral en T1, con pequefios focos
centrales hiperintensos en T1 e hipointensos en GRE
(secuencia de gradiente de eco), lo que sugiere presen-

cia de hemosiderina. Evidenciaban un intenso refuerzo
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Figura 5. TAC de térax que evidencia
drea parcheada en vidrio esmerilado en
segmento posterobasal del 16bulo inferior
del pulmén derecho.

luego de la administracién de contraste y se asociaban
a edema vasogénico perilesional. Eran compatibles con
secundarismo. Ver Figuras 7, 8 y 9.

La estatificacion patoldgica fue T4b N1 M1, clasi-
ficado como “alto riesgo de recurrencia’.

Debido a la amplia cantidad de lesiones a distan-
cia, se tomé biopsia de lesidn hepdtica y junto con ella se
envid a reanalizar la anatomia patoldgica tiroidea, debi-
do al comportamiento atipico de un carcinoma papilar
clédsico de tiroides

En la revisién anatomopatolégica se realizaron
técnicas de inmunohistoquimica en el 4rea de indife-
renciacién prevertebral y en las metdstasis hepdticas con

Figura 6. TAC de abdomen con multdples imdgenes no-

dulares en parénquima hepdtico.
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Figura 7. RMI de crdneo que
evidencia imagen nodular parietal
derecha de 12 mm.

recuperacién antigénica en microondas y utilizando an-
ticuerpos poli y/o monoclonales. Se utilizé sistema ABC
y/o polimero, y se revelé con DAB.

En la Tabla I se pueden observar los resultados de
la inmunomarcacién.

Luego de la revision se concluyd que la lesién del

drea prevertebral y la puncién hepdtica correspondian a

Tabla I. Inmunomarcacién.

Marcador Negativo Positivo

Citoqueratina AE1/AE3 X
HBM-45 X
Desmina X
CD 10 X
Proteina S 100 X
CD 68 X
CD 34 X
Cromogranina X
Sinaptofisina X
Calcitonina x
TIF-1 X
Tiroglobulina X
PAX-8 X
Melan A X

Actina muscular lisa X

Caldesmon X

Figura 8. RMI de crineo que
evidencia imagen nodular frontal
precentral derecha de 11 mm.
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Figura 9. RMI de crineo que
evidencia imagen nodular temporal
posterolateral derecha de 20 mm.

un tumor glémico maligno. No era posible definir si la
localizacién tiroidea correspondia al tumor primario u

otra metastasis.

Discusién

Los tumores glémicos malignos son infrecuentes y
sobretodo en su localizacién visceral, ya que se presentan
habitualmente en manos y pies. En la literatura mundial
previa se reportd uno a nivel hepdtico en el Hospital
Universitario de Granada (Espafia) en un paciente de
53 afios sin antecedentes de jerarquia.® Los marcado-
res positivos para caldesmon (proteina reguladora de
la contraccién del masculo liso) y actina muscular lisa,
el rango etario, el sexo y la ausencia de comorbilidades
coinciden con nuestro caso, aunque difiere en su com-
portamiento debido a que no presenta secundarismo
metastistico, quizds por un diagndstico més precoz.

Hay dos casos mds publicados similares al nues-
tro también, uno de Corea del Sur, con tumor ubicado
en mediastino que invade tiroides, trdquea y eséfago,” y
otro en Estados Unidos, de localizaciéon primaria incier-
ta con metdstasis en higado, pulmones, ganglios linf4ti-
cos, bazo y piel.®

A nivel de tubo digestivo hay ocho reportes: uno
en fleon con metdstasis a nivel de colon, cerebro y pul-
moén en China;® otro limitado de eséfago en Estados
Unidos;'° y seis localizados en estémago: tres de ellos
oriundos de Corea del Sur con compromiso de rindn,
hueso, higado y cerebro;'" > dos con invasién hepdtica
en Italia'® y Estados Unidos;'* y el tltimo sin metdstasis
en Arabia Saudita.”
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Se encontraron casos de tumores glémicos malig-
nos de otras localizaciones no habituales: uno de rinén
con metdstasis retroperitoneales, en vértebra lumbar e
higado;'® uno en trdquea solo con invasién local;'” uno
en pulmén con compromiso de bazo, glindula supra-
rrenal y estémago;'® otro pulmonar solo avanzado regio-

nalmente;"” y uno encapsulado de rifén.*

Conclusién

A modo de conclusién, se considera que nuestro
paciente fue diagnosticado inicialmente como un carci-
noma papilar cldsico de tiroides con un drea de indife-
renciacién a nivel prevertebral, pero como su comporta-
miento con multiples metdstasis hepdticas, pulmonares

y cerebrales no era compatible con la presentacién ha-
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