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El leiomioma uterino es el tumor ginecolégico benigno mas coman, sin embargo, en raras ocasiones
presenta un patron de crecimiento extrauterino siendo la metastasis pulmonar lo méas frecuente,
denominéandose leiomioma pulmonar benigno metastatizante (LBM). Se manifiesta como una entidad
asintomatica en la mayoria de los casos, asociada a nodulos pulmonares bilaterales dispersos no
calcificados; el diagndstico de certeza se realiza mediante histopatologia e inmunohistoquimica, dada la
rareza de la enfermedad el tratamiento aln no se encuentra completamente establecido. Teniendo entre
sus opciones la reseccion quirdrgica, terapia hormonal y manejo expectante. Presentamos el caso de una
paciente de 47 afios de edad con antecedente de histerectomia secundaria a leiomiomatosis uterina 22
afios previos a su valoracion médica, la cual acudié por presentar disnea y tos cronica asociada a
multiples nédulos pulmonares realizdndose el diagnostico de leiomiomatosis pulmonar benigna

metastatizante y que recibi6 tratamiento expectante, manteniéndose estable tras 3 afios de seguimiento.
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Metastatic Benign Pulmonary Leiomyoma, a Rare Cause of Pulmonary
Nodules: Case Report and Literature Review

ABSTRACT

Uterine leiomyoma is the most common benign gynecological tumor, however in rarely occasions
presents extrauterine growth, lung metastasis being the most frequent, called metastasizing benign
pulmonary leiomyoma (BML). It shows as an asymptomatic entity in most cases, associated with
bilateral pulmonary nodules dispersed non calcified, the diagnosis of certainty is made by
histopathology and immunohistochemistry, given the rarity of the disease the treatment is not yet fully
established. Having surgical resection, hormonal therapy and expectant management among its options.
We present the case of a 47-year-old patient with a history of hysterectomy secondary to uterine
leiomyomatosis 22 years prior to her medical assessment, which came due to dyspnea and chronic cough
associated with multiple pulmonary nodules in whom a diagnosis of benign metastatic pulmonary
leiomyomatosis was made, receiving symptomatic and expectant treatment, remaining stable after 3

years of follow-up.
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INTRODUCCION

El leiomioma uterino es el tumor ginecoldgico benigno mas comin (Fan D, 2014), (Chen S, 2014); sin
embargo en raras ocasiones presenta patrones de crecimiento extrauterino presentandose como
leiomioma benigno metastéasico (LBM), el cual se caracteriza por la presencia de leiomiomas fuera del
Gtero en ausencia de criterios clinicos, radiolégicos e histopatoldgicos de malignidad en pacientes con
antecedente de leiomiomatosis uterina (Mauduit M, 2018). EI LBM ocurre con mas frecuencia en
mujeres que cursan la perimenopausia, aungue se han descrito casos en mujeres posterior a la
menopausia (Jo H.C, 2018). En la mayoria de los casos existe el antecedente de histerectomia total o
miomectomia (Li Q, 2019), sin embargo, no es regla absoluta ya que se han reportado casos en que no
existe el antecedente de intervencion uterina (Conde M, 2023).

Los pulmones son el sitio méas frecuente de metastasis, presentanddse hasta en un 80% de los casos, de
igual manera se ha documentado afeccion en otros érganos como ganglios linfaticos, sistema nervioso
central, mesenterio, huesos y corazon. (Aoki K, 2020), (Meddeb M, 2018)

La mayoria de los leiomiomas pulmonares metastasicos son descubiertos incidentalmente en pacientes
asintomaticos (André D, 2021), (Zazulak H.E, 2023), en quienes por cualquier otro motivo se realizan
estudios de imagen en los que se observan como nddulos bilaterales dispersos, maltiples no calcificados
en aproximadamente un 70% de los casos, nddulos unilaterales en el 17% y solo en un 13% como nédulo
pulmonar solitario (Palafox D, 2012); otros pacientes se presentan con tos y disnea crénicos en quienes
se evidencian nédulos pulmonares al realizar el abordaje diagndstico de dicha sintomatologia. Algunos
otros presentan un patrén miliar con numerosos nédulos ocupando gran area pulmonar culminando con
insuficiencia respiratoria. (Ofori K, 2019)

El leiomioma pulmonar benigno metastasico es bastante dificil de diagnosticar mediante el examen
fisico, estudios de laboratorio y gabinete; anteriormente, a menudo se diagnosticaba errébneamente como
neumonia, bronquitis, tuberculosis pulmonar o cancer de pulmén con metastasis (Jiang H, 2021);
diferenciandose en parte de este ultimo por su lento crecimiento y pronéstico favorable (Yuan X, 2019).
Dado a la rareza de la patologia, el abordaje y tratamiento contintan siendo un reto constante en la

préactica clinica.
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Por lo que en esta revisidn se abordaran puntos importantes que nos ayuden a guiar el abordaje de esta
entidad.

Caso clinico

Presentamos el caso de una paciente femenina de 47 afios de edad con antecedente de tabaquismo pasivo
no significativo, nula exposicion a biomasa, enfermedad por reflujo gastroesofagico (ERGE) con
manejo dietético, histerectomia secundario a leiomiomatosis hace 22 afios. Inicio padecimiento actual
con infeccion por Covid-19 y tos persistente postinfecciosa que fue tratada con esteroides sistémicos e
inhalados durante 6 meses sin mejoria. Durante su valoracion refiere tos acompafiada de esputo leve
hialino, sibilancias, disnea MMRC 3 con desaturacion parcial de oxigeno hasta 91% de forma
intermitente y a la exploracion destacando la presencia de crepitantes finos bilaterales, sibilancias, SatO2
99%, FC 80 Ipm FR 16 rpm.

Se realizaron los siguientes estudios iniciles: leucocitos 13,4 K/ul Hb 14 g/dl Plaguetas 363 k/ul
Hepatitis negativo VIH negativo BAAR en esputo negativo, radiografia de térax sin aparente alteracion
(Figura 1) y se consider6 asma bronquial vs secuelas por enfermedad de Covid-19 como principales
diagndsticos diferenciales sin embargo ambos fueron descartados tras realizarse espirometria con el
siguiente resultado FVC 3.3L 80% FEV1 2.68L 87% FEV1/FVC 0.817L 88% sin respuesta a
broncodilatador y Tomografia computarizada simple de térax (TC) (Figura 2), donde destaco la
presencia de maltiples nédulos pulmonares difusos bilaterales de diferente tamafio en promedio de
1.04x1.08cm, densidad promedio 40HU con patrén en bala de cafién y nédulo subpleural izquierdo

sospechando en enfermedad metastasica de primario desconocido.

Figura l
Radiografia simple de térax. En la radiografia inicial se aprecian dos pequefias lesiones nodulares
(Flechas) en érea subpleural y retrocardiaca.
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Figura 2

Tomografia computarizada de torax. Se aprecian mdltiples nédulos pulmonares en pulmoén izquierdo en
promedio de 1.05 x 1.08cm (Flechas) (A). Nodulo pulmonar de mayor tamafio 1.4cm x 1.5cm en base
de pulmén izquierdo (B) y en corte coronal se observa extension total de leiomiomas, la mayor
distribucién en pulmon izquierdo.

&t

Posteriormente se realizé broncoscopia en la cual no se encontraron lesiones endobronquiales por lo que

no se realizaron biopsias sin embargo se realizaron cepillado endobronquial con Posteriormente se
realizé broncoscopia en la cual no se encontraron lesiones endobronquiales por lo que no se realizaron
biopsias sin embargo se realizaron cepillado endobronquial con alteraciones inflamatorias agudas y
crénicas inespecificas (Células del epitelio bronquial reactivas, metaplasia escamosa y abundantes
macrdéfagos en fondo inflamatorio negativo para células neoplasicas) asi como lavado broncoalveolar
con reporte de (BAAR, KOH, cultivos negativos). Se realiz6 ademas biopsia de nédulo subpleural con
aguja fina percutanea (BAAF) guiada por fluoroscopia con resultado de tejido inflamatorio.

Como parte del protocolo de extension de dicha lesion se solicito:

Gammagrama (SPECT/CT) de tdérax con sestamibi, evidenciando nula actividad metabdlica de las
lesiones al momento del estudio; por lo que se decide realizar toma de biopsia a cielo abierto resecAndose
segmento basal lateral de I6bulo inferior con presencia de multiples nédulos pulmonares en su interior
de alrededor de 10mm de diametro y obteniendo reporte de patologia con presencia de quiste congénito
de 1.3 cm completamente resecado y mdltiples leiomiomas pulmonares, el mayor de 7 mm de diametro
con inmunohistoquimica positiva para calponina y actina de musculo liso y negativo para CD34 y
cromogranina, indice Ki-67 bajo por lo que al tratarse de un cuadro tumoral benigno se continua

Unicamente con tratamiento sintomatico a base de broncodilatadores y seguimiento por imagen cada
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seis meses ante la posibilidad de degenerar a malignidad. Tras tres afios de seguimiento encontramos a
paciente sin datos por imagen sugerentes de progresion leiomiomatosa y control sintomatico adecuado
con manejo broncodilatador.

DISCUSION

El LBM se presenta en mujeres en edad reproductiva con antecedentes de leiomiomatosis uterina
quienes presentan multiples nddulos extrauterinos incluso tras varios afios de ser sometidas a una
histerectomia (Lee S.R, 2017); siendo el sitio mas comunmente afectado el pulmén invadiendo en pocas
ocasiones otros sitios. La etiopatogenia aun es controvertida teniendo a la diseminacién mecéanica o
hematogena del leiomioma uterino y la proliferacion del tejido muscular liso in situ como las principales
etiologias propuestas. La teoria mas aceptada es la diseminacion hemat6gena de un leiomioma uterino
preexistente debido a que la mayoria de los reportes de casos conocidos involucran a mujeres sometidas
a histerectomia, sugiriendo que el procedimiento quirargico pudiera desencadenar la diseminacion del
tumor primario facilitando el desarrollo de leiomioma benigno metastasico (Wojtys M.E, 2022); otra
posibilidad es la derivacién de un leiomiosarcoma de bajo grado sin embargo es menos aceptada en
comparacion con las otras etiologias propuestas. (Bakkensen J.B, 2018)

Se ha propuesto de acuerdo con una revision sistematica reciente el tiempo transcurrido entre el evento
quirargico inicial (Histerectomia en la mayoria de los casos) y el diagnostico de LBM siendo en
promedio a los 9 afios sin embargo se ha reportado en ocasiones su presencia previo a la cirugia y hasta
31 afios después. (Bakkensen J.B, 2018), (Abramson S, 2001)

El diagnostico continda siendo un reto debido a la naturaleza pasiva de la enfermedad presentandose la
mayoria de los casos de forma asintomatica siendo en ocasiones un hallazgo incidental al realizar el
estudio de imagen por otras causas, cuando es sintomatico generalmente depende de la localizacién de
las lesiones y se presenta con disnea, tos crénica y en algunos casos como hemoptisis e insuficiencia
respiratoria en la etapa final (Hai Yun D, 2020), (Tang E.K, 2019). Particularmente en el caso de nuestra
paciente se present6 con disnea inespecifica asociada a tos cronica e incluso sibilancias mimetizando un
cuadro de asma o sindrome post COVID-19 por lo que el abordaje debe ser individualizado.

Los hallazgos radiolégicos caracteristicos incluyen en su mayoria nédulos pulmonares multiples

bilaterales, aunque también se pueden manifestar de forma unilateral o inclusive como nddulo pulmonar
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solitario (Tong T, 2023). En la TC se presentan a menudo como densidades multiples de partes blandas
de aspecto nodular, de bordes bien definidos, usualmente sélidos sin calcificacién que en ocasiones
pueden estar cavitados (Zhang J, 2019), ademés de tener apariencia no necrotica sin realce a la
administracion de contraste intravenoso. La tomografia por emisién de positrones resulta Gtil para
evaluar la actividad metabdlica de las lesiones siendo nula en LMB y en caso de presentarse generaria
duda de tratarse de una enfermedad maligna. (Hai Yun D, 2020), (Abu Saadeh F, 2018)

El estandar de oro en el diagnostico es la histopatologia siendo el Unico método para obtener el
diagnostico definitivo; teniendo la biopsia pulmonar abierta o por toracoscopia como los métodos de
preferidos. (Khan M, 2018), (Hann M, 2017)

Histopatoldgicamente y por inmunohistoquimica se trata de una lesion idéntica a la encontrada el
leiomioma del sitio primario (Medarov B.l, 2018), con tincidn positiva para desminay actina de musculo
liso, ausencia de atipias, necrosis tumoral y una expresion baja de Ki-67 (Padhi P, 2021), (Fan R, 2020).
Ademas, al igual que la leiomiomatosis uterina, cuando los leiomiomas se presentan en sitios distantes
al Utero presentan respuesta positiva a estrégenos y la progesterona inhibe el crecimiento tumoral lo que
sugiere su origen ginecoldgico (Nguyen T, 2017), (Su H, 2023).

Dentro de los diagndsticos diferenciales se encuentran otras enfermedades como metastasis maligna de
pulmon, céncer de pulmén primario, tuberculosis pulmonar, sarcoidosis asi como enfermedades
proliferativas del mdsculo liso siendo estas de origen primario como hamartomas,
linfangioleiomiomatosis, leiomioma pulmonar primario, leiomiosarcoma o0 metastasicas como
leiomiosarcoma metastasico y leiomiomatosis benigna metastacica (Khan M, 2018); Caracterizando al
LBM por su localizacion periférica dentro del parénquima pulmonar y por la falta de desarrollo
linfovascular y de las vias respiratorias asociadas asi como la nula actividad metabdlica evidenciada al
realizar tomografia por emision de positrones (Su H, 2023), (L.B, 2020). Sin embargo, estos hallazgos
son inespecificos por lo que continta siendo necesaria la evaluacién histopatoldgica.

Dada la baja incidencia/prevalencia de la enfermedad existe poca evidencia sobre pautas de tratamiento
para el leiomioma pulmonar benigno metastésico (Brincat M.R, 2023), por lo que no hay una guia para
el tratamiento de la enfermedad; y debe de ser individualizado dependiendo del nimero y sitio donde se

encuentren las metastasis (Zong D, 2018), (Kyriakopoulos K, 2018), (Gad M.M, 2020). Sin embargo al
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igual que con la leiomiomatosis uterina las opciones propuestas son observacion estrecha, reseccion
quirdrgica o terapia hormonal (antiestrogénica) (Parker N.A & D., 2018), (Y Fu, 2012), (Matos F, 2019).
Es necesaria una evaluacion estricta de cada caso en particular para valorar cual es la terapia que
beneficie mas al paciente de acuerdo a la evolucidn de su patologia y a sus preferencias.

Hasta el momento el tratamiento que mé&s se recomienda es una combinacion del tratamiento quirargico
y hormonal. (Y Fu, 2012), (Yoon G, 2011)

Si la decision a tomar es el tratamiento hormonal este consiste en manejo a base de antiestrégenos,
progestagenos, inhibidores de la aromatasa y/o castracion médica usando analogos de la hormona
liberadora de hormona luteinizante. (Funakoshi Y, 2004)

Al considera un abordaje quirdrgico es importante que se presenten las condiciones necesarias para
realizar una extirpacion en blogue de las lesiones y la reseccion completa de las mismas mientras se
limita la diseminacién tumoral del tejido resecado a otros sitios (Bakkensen J.B, 2018), (Kim Y.N,
2018), (Le Guen P, 2021). En casos irresecables es preferible la terapia con inhibidores de la aromatasa
0 analogos de la GnRH de larga accion ya que suprimen la secrecién de gonadotropina enddgena
necesaria para la produccion de esteroides gonadales lo que condicionaria a la regresion tumoral. (Efared
B, 2017), (Boavida Ferreira J, 2022)

Sea cual sea el tratamiento que se decida a implementar cabe destacar la importancia de la vigilancia
radioldgica estrecha a largo plazo ya sea con TC o RMI para pacientes con LBM para monitorizar la
deteccion temprana de recurrencia o la presencia de metastasis a distancia. (Raposo M.l, 2018), (Barber
E, 2019)

CONCLUSION

El leiomioma benigno metastasico es una entidad infrecuente en la practica clinica con pocos casos
descritos en la literatura sin embargo es de suma importancia considerarlo dentro del diagndstico
diferencial en mujeres jovenes con antecedentes de leiomioma uterino y que se presenten con disnea de
dificil control acompafiada de un cuadro de n6dulos pulmonares ya sean Gnicos o multiples de origen
incierto. De suma importancia es el andlisis histopatolégico y sus correspondientes tincién
inmunohistoquimica y analisis citogéneticos para descartar enfermedad maligna y obtener el

diagndstico. El tratamiento se basa en la preferencia del paciente ya que a pesar de que la reseccion

pag. 1358



quirdrgica se considera el tratamiento de eleccién el hecho de mantener una conducta expectante es

valido dado el riesgo de la intervencion quirdrgica y sus posibles consecuencias y el comportamiento

pasivo observado en la mayoria de los casos.
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