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Leiomioma vulvar de localizacion en
la glandula de Bartolino: un dilema
diagndstico

Vulvar leiomyoma located in Bartholin’s
gland: a challenging clinical case.

Maria Pineda-Mateo,* Rony D Brenner-Anidjar,' Sofia Lorca-Alfaro,?Carlos Jiménez-
Ramila,? Alvaro Gutiérrez-Domingo?

Los leiomiomas son tumores benignos que se originan en las fibras
musculares lisas. La mayor parte de los leiomiomas del aparato genital femenino se
localizan en el dtero. La localizacién extrauterina es excepcional, la incidencia del
leiomioma vulvar es del 0.07%. Estos tumores del musculo liso suelen ser indoloros,
de crecimiento lento y pueden aparecer en mujeres de cualquier edad.

Reportar un caso de leiomioma vulvar que, por su baja incidencia y si-
militud clinica con otras lesiones, como el quiste de la gldndula de Bartolino, pueden
conducir a un diagnéstico erréneo inicial. Ademads, efectuar una revisién bibliografica
que aporte conocimiento a su diagndstico y tratamiento.

Paciente de 52 afos, con una masa vulvar de afios de evolucién y
un diagndstico equivoco inicial de quiste de la glandula de Bartolino. La paciente fue
intervenida mediante escisién quirdrgica y estudio histopatolégico posterior. El diag-
nostico definitivo fue de leiomioma vulvar con diferenciacién simpléstica.

En contraposicion con sus homdlogos uterinos, la localizacion
vaginal del leiomioma es excepcional. Si bien hasta ahora no ha podido demostrarse
la efectividad de la biopsia preoperatoria se aconseja su toma porque podria tratarse
de una masa de caracteristicas malignas, lo que modificaria el tratamiento y su ur-
gencia. La actitud quirdrgica es, quizd, la mds acertada porque permite, ademas de
un diagndstico anatomopatolégico definitivo, un tratamiento curativo. Se propone la
escision completa, mediante una incision elipsoidal en la piel y asegurar la extirpacion
completa de la pseudocapsula.

Leiomioma; fibras musculares; Gtero; leiomioma vulvar; tumores
del musculo liso; gldndulas de Bartolino; neoplasias vulvares; enfermedad vulvar;
biopsia; errores de diagnéstico.

Leiomyomas are benign tumors that originate in smooth muscle fibers.
Most leiomyomas of the female genital tract are located in the uterus. Extrauterine lo-
calization is exceptional; the incidence of vulvar leiomyoma is 0.07%. These smooth
muscle tumors are usually painless, slow growing and can occur in women of any age.

To report a case of vulvar leiomyoma that because of its low incidence
and clinical similarity to other lesions, such as Bartholin's gland cyst, may lead to an
initial misdiagnosis. In addition, a review of the literature should be carried out in order
to contribute to its diagnosis and treatment.

A 52-year-old patient with a vulvar mass of years of evolution and
an initial misdiagnosis of Bartholin's gland cyst. The patient was operated by surgical
excision and subsequent histopathological study. The definitive diagnosis was vulvar
leiomyoma with symplastic differentiation.
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In contrast to its uterine counterparts, the vaginal location of leio-
myoma is exceptional. Although the effectiveness of a preoperative biopsy has not
been demonstrated so far, it is advisable to take a biopsy because it could be a mass
with malignant characteristics, which would change the treatment and its urgency. The
surgical approach is perhaps the most appropriate because it allows, in addition to a
definitive anatomopathological diagnosis, a curative treatment. Complete excision is
proposed, by means of an ellipsoidal incision in the skin and ensuring complete exci-

sion of the pseudocapsule.

Leiomyoma; Muscle fibers; Uterus; Vulvar leiomyoma; Smooth muscle
tumors; Barttholin’s glands; Vulvar neoplasms; Vulvar disease; Biopsy; Diagnostic errors.

Los leiomiomas son tumores benignos que se
originan en el musculo liso." Se clasifican con-
forme a su origen especifico y las caracteristicas
clinicas e histopatolégicas en: piloleiomiomas,
angioleiomiomas y leiomiomas genitales.'?

Es bien conocida la alta frecuencia de aparicion
de los leiomiomas uterinos, no asi de sus homé-
logos extrauterinos, que pueden localizarse en
la vagina, la vulva, el ovario, el tejido conectivo
pélvico de suspensién y en la mama.’

Los leiomiomas de localizacién vulvar son
excepcionales, representan el 0.07% de los
tumores en la vulva.* Esta localizacién inusual
y los pocos casos reportados implican un reto
diagnéstico.'”

El modo mas frecuente de presentacion es una
masa sélida, debidamente delimitada y casi
siempre asintomdtica; por esto, con frecuencia,
estos tumores se diagnostican erréneamente
antes de la intervencién quirtrgica como quiste
de la glandula de Bartolino.” Ademds, en caso
de leiomiomas vulvares la distincion entre
formas benignas y malignas puede llegar a ser
confusa.®’

La ecografia y la resonancia magnética ayudan a
complementar el diagndstico,*® pero es el exa-
men histopatolégico el que define el diagnéstico
definitivo. Se recomienda, por tanto, la escisién
quirdrgica de las masas vulvares cuando se sos-
peche un tumor de musculo liso, pues ademas
del tratamiento de eleccién permite establecer
un diagnéstico concluyente.’8?

La dificultad diagndstica y la baja frecuencia de
la enfermedad ponen de manifiesto la necesidad
de reportar los casos clinicos, para aportar a la
protocolizacién de la atenciéon médica requerida
y tener siempre en mente su existencia. Con tal
finalidad se reporta el caso de una mujer de 53
afos, con una formacién vulvar diagnosticada
inicialmente como quiste de la glandula de Bar-
tolino, cuyo analisis histopatolégico revelé un
leiomioma vulvar, con diferenciacién simplasti-
ca. Ademads, se hace una revision bibliografica de
los tumores del mdsculo liso de la vulva.

Paciente de 53 afios, espaiola, sin antecedentes
de interés, nuligesta. Acudi6 por primera vez
en el afo 2016 a consulta de Ginecologia en la
que refirié la aparicion de un nédulo en el labio
mayor derecho de la vulva, que le incomodaba
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al realizar ejercicio fisico y a la bipedestacion.
Enseguida de la exploracién fisica y ginecoldgica
detallada, la paciente recibio el diagnéstico de
quiste de la glandula de Bartolino, sin signos
inflamatorios. Se le dio de alta, con recomen-
daciones en caso de evolucién de la lesién a un
proceso inflamatorio agudo.

Transcurridos cuatro anos del diagndstico inicial,
la paciente fue enviada nuevamente a consulta
debido al empeoramiento clinico y la sensacién
de bulto genital de mayor tamano. Durante la
exploracion local se palpé una tumoracion debi-
damente delimitada e indolora, comprobandose
un aumento considerable con respecto al tamafio
inicial: la lesién habia alcanzado 7 cm, aproxima-
damente. Ante el rapido crecimiento tumoral y los
sintomas referidos por la paciente, se programé
para cirugia: marsupializacion, con anestesia, de
quiste de la glandula de Bartolino derecha.

Durante el intraoperatorio se confirmé la exis-
tencia de una tumoracién de aspecto sélido y
grande, de aproximadamente de 7 cm (Figura
1). Para extirparla se hizo una incision elipsoi-

Figura 1. Formacién de aspecto sélido. Exploracién
intraoperatoria, con anestesia.
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de en el seno del quiste (Figura 2) y posterior
apertura mediante una incisién longitudinal
sobre el mismo. En lugar de evidenciar material
mucoide se aprecié una tumoracién sélida y bi-
lobulada de 7 cm, con crecimiento hacia el ano
y en profundidad que se introducia en el canal
vaginal, desplazando y sin invadir las estruc-
turas vecinas (Figura 3). Se procedi6 a extirpar
la lesion mediante enucleacién y se remiti6 el
material con caracter preferente para el estudio
anatomopatolégico. Figura 4

El examen histolégico macroscépico describié
una formacion Unica, nodular, blanquecina, de
superficie abollonada de 89 gy 8 x 5 x 4 cm de
dimensiones maximas.

En los cortes seriados mostré un parénquima
blanquecino, arremolinado, con areas hemo-
rragicas. El examen microscépico revelé un
leiomioma convencional, con tincion AML y
desmina positiva. Se observaron ocasionales
nicleos bizarros y un indice mitético menor de

Figura 2. Procedimiento quirdrgico. Incision elipsoi-
de en el seno del quiste.
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Figura 3. Imagen intraoperatoria. Se visualiza una tu-
moracién sélida, bilobulada, de 7 cm, con pediculo
que se introduce en el canal vaginal.

5 mitosis sobre 10 campos de alta potencia. Por
tanto, el diagndstico definitivo histolégico fue
de leiomioma con diferenciacién simplastica.
Figura 5

La paciente recibi6 el alta hospitalaria sin contra-
tiempos. En la actualidad, la paciente permanece
en seguimiento por el servicio de Ginecologfa,
con revisiones anuales, ha permanecido asinto-
matica y sin signos de recidiva local.

DISCUSION

Los leiomiomas son tumores benignos de tejido
blando, de origen mesenquimatoso.' Estos tumo-
res pueden originarse en cualquier localizacién
compuesta por musculo liso; el origen vulvar
es excepcional,’? hasta ahora solo hay 160 ca-
sos descritos en la bibliografia en inglés.”® Los
leiomiomas vulvares representan el 0.03% de

Figura 4. Formacién sélida enucleada. Se visualiza la
tumoracion completa adyacente a la regla quirdrgica
de 15 cm.

todos los tumores ginecoldgicos, el 0.07% de los
tumores vulvares y el 4.2% de los leiomiomas
cutdneos;'* a pesar de ello, es el tumor sélido
benigno mas frecuente en esta localizacion.!

Los leiomiomas vulvares pueden aparecer en
mujeres pre y posmenopausicas, con edad media
al diagnéstico de 52 afos,*” edad promedio de
la paciente del caso clinico. En algunas series
se describe la posible relacion del tumor con el
estimulo hormonal de la etapa reproductiva y el
embarazo, con una tendencia decreciente de su
crecimiento en la menopausia.” Los datos son
controvertidos con los leiomiomas de localiza-
cién vulvar, en contraposicién con los de origen
uterino. La expresion de receptores estrogénicos
disminuye de manera significativa desde el dGtero
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Figura 5. Leiomioma con diferenciacién simplastica. A) Con poco aumento se visualiza un tumor de estirpe
mesenquimal, compuesto por células fusiformes con ocasionales nicleos bizarros (atipicos) y figuras de mitosis
(circulo) (HE, 4x). B) Con mayor aumento pueden observarse con mejor detalle esos nicleos bizarros: gran-
des, hipercromdticos y con morfologia irregular (flecha) (HE,10x). ©) Nucleos bizarros (grandes, irregulares,
polilobulados) (flecha) entremezclados con nicleos pequefios y fusiformes correspondientes a un leiomioma
convencional (cabeza de flecha) (HE,10x). D) La inmunorreaccidn positiva para actina de misculo liso confirma
la naturaleza muscular del tumor (AML,10x).

hacia la piel. El origen mds frecuente de localiza-
cién del tumor es el ligamento redondo, el tejido
eréctil y el masculo dartos, que carecen de la
expresion intrinseca de los mismos." Estos datos
son concordantes con la paciente del caso, que
exhibié un aumento del tamano en ausencia de
estimulo estrogénico. Por lo tanto, se necesitan
mas estudios para conocer la relacién entre el

estimulo hormonal y el crecimiento de estos
tumores.'*?

Los leiomiomas mas frecuentes tienen un origen
esporadico, aunque también se ha descrito un
origen hereditario. La leiomiomatosis hereditaria
y el cancer de células renales son el principal
sindrome asociado con los leiomiomas cutdneos
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de origen hereditario.? De los que tienen un ori-
gen esporadico se han descrito dos mutaciones
exclusivas: la translocacion (7;8) (p13;q11.2) y
el leiomioma genital (p12q13-q14), con un gen
HMGA2 reordenado. De estos dos informes
exclusivos de citogenética no pueden extraerse
conclusiones de posibles causas genéticas.'?
También existe una asociacién inusual con el
leiomioma esofagico que parece tener una base
genética aun por conocer.®

Desde el punto de vista histolégico, los leiomio-
mas aparecen como tumores bien delimitados,
de coloracion gris, blanca o amarilla." El tamafio
es variable, desde 0.5 hasta 11.2 cm; el tamano
medio estimado es de 4 cm.*” En la paciente
del caso: mayor tamafo a mayor tiempo de
evolucion.

Desde esta perspectiva, la mayoria muestra las
caracteristicas tipicas de musculo liso; son in-
munopositivos para los marcadores musculares,
como la actina del musculo liso y desmina.'?”
A veces se describen otras formas histolégicas,
como la variante celular, epitelioide, fusionada,
mixoide y la simplastica."® En la actualidad el
patron fusiforme es el subtipo mas comun. El
patrén epitelioide es mas raro y se cree que
tiene un indice mitético mas alto, con mayor
capacidad de recidiva.®

Estas variantes del leiomioma suponen, a me-
nudo, todo un desafio. El principal problema
con estos tumores es que puede resultar muy
complejo definir el comportamiento de la lesién
después del estudio histolégico y diferenciar
entre lesion benigna o maligna.*®

Para solventar esto, Nielsen y su grupo' propusie-
ron cuatro caracteristicas clinicas que incluyen:
tamafio tumoral =5 cm, infiltracion de margenes,
alta actividad mitética (> 5 mitosis/10HPFs) y
atipia nuclear de moderada a grave. Ante la
coexistencia de tres o cuatro criterios, el tumor

se categoriza en: leiomiosarcoma, dos criterios
como leiomioma atipico y los tumores con uno
o ninguno, como leiomioma benigno."**7

Por todo lo mencionado, la preocupacién por
diferenciar las lesiones es creciente, por ello
Nucci e Iwasa** informaron nuevos criterios
que, ante su existencia, habria que sospechar un
comportamiento mas agresivo. Estos criterios son
la necrosis tumoral coagulante, la expresion de
receptores hormonales junto con una cantidad
moderada de células positivas para Ki-67 y la
falta de sobreexpresion de la proteina p53."%*

A priori, el caso aqui reportado solo cumplia
el criterio del tamafo tumoral grande; por lo
tanto, se catalogé6 como leiomioma benigno.
En la paciente del caso se observé una variante
no muy comdin: la simplastica. Desde el punto
de vista histolégico se caracteriza por la coexis-
tencia de células pleomérficas entre las células
tumorales.** Se considera una variante benigna,
aunque con recidiva en casos de extirpacion
incompleta y afectacién de margenes.?

En la exploracién fisica suele observarse una
lesion Unica e indolora, de largo tiempo de
evolucién. Los sintomas suelen aparecer pro-
gresivamente, en relaciéon con el crecimiento
tumoral: dificultad para caminar y para las
relaciones sexuales y mayor dolor local.'® Por
lo general, estos tumores se diagnostican erré-
neamente como quiste de Bartolino,%'%'2 como
sucedi6 en la paciente del caso clinico expuesto.
Los labios menores evertidos y la consistencia
quistica de la lesién apoyan el diagnéstico de
quiste de Bartolino; por lo tanto, facilitan el
diagnéstico diferencial .®?

La ecografia y la resonancia magnética nuclear
son las herramientas mas utilizadas ante la sos-
pecha de un leiomioma de localizacién genital
de dificil diagnéstico.? Puesto que el quiste
de Bartolino no es la Gnica lesién con la que
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habria que establecer el diagnéstico diferencial
es pertinente considerar otros padecimientos:
angiomixoma agresivo, leiomioma atipico, li-
posarcoma, dermatofibrosarcoma, tumor fibroso
solitario, quistes de Gartner y lipomas, entre
otros."”

A pesar de que las decisiones acerca del tra-
tamiento deben ser individualizadas,' existe
unanimidad en cuanto a la extirpacion quirdrgi-
ca como tratamiento definitivo, cuyo prondstico
serd mds favorable cuanto mas completa sea la
extirpacion.'® Sin embargo, la baja incidencia del
leiomioma vulvar pone de manifiesto la ausencia
de tratamiento estandarizado.!#'013

El estudio histolégico suele arrojar el diagnéstico
definitivo’®° y se considera de obligatoriedad la
distincion entre la naturaleza benigna o maligna
de la lesion.® Quedan adn por determinar las
ventajas de tomar una biopsia preoperatoria en
lugar de establecer el diagnéstico después de la
escision quirdrgica completa de la tumoracion.
Esta tendencia es recomendada por algunos au-
tores con el propésito de evitar intervenciones
innecesarias y eludir retrasos diagndsticos, sobre
todo en el caso de masas vulvares complicadas;
en particular, ante la duda diagnéstica con el
adenocarcinoma de la glandula de Bartolino o
el leiomiosarcoma.’%'3

Por la posibilidad de recurrencia es indispensa-
ble el seguimiento cercano y a largo plazo.’"
No obstante, los datos son insuficientes para
establecerlo con certeza. Los tiempos reco-
mendados son variables, desde los 3 meses a
los 5 afios.! En la paciente del caso luego del
seguimiento a lo largo de un afio no se observo
recurrencia.

El diagnéstico de una masa de rapido crecimien-
to, de localizacién vulvar, no puede establecerse

2021; 89 (10)

arbitrariamente porque, a pesar de ser el quiste
de Bartolino la causa mas frecuente puede
haber otras, entre ellas: leiomioma vulvar o
neoplasias malignas. Si bien hasta ahora no ha
podido demostrarse la efectividad de la biop-
sia preoperatoria, se aconseja su toma porque
podria tratarse de una masa de caracteristicas
malignas, lo que modificaria el tratamiento y
su urgencia. La actitud quirdrgica es, quiza, la
mas acertada porque permite, ademas de un
diagnéstico anatomopatolégico definitivo, un
tratamiento curativo. Se propone la escision
completa, mediante una incisién elipsoidal en
la piel y asegurando la extirpacién completa de
la pseudocépsula. Ademas, se aconseja el segui-
miento posquirdrgico de las pacientes porque
existe un riesgo tedrico de recidiva.
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