INFORME
DE CASO

Struma Ovarii con Sindrome de Pseudo-Meigs y Niveles Elevados de CA-125: Informe
de Caso

https://doi.org/10.32635/2176-9745.RBC.2023v69n4.4177

Struma Ovarii with Pseudo-Meigs Syndrome and Increased CA-125 Levels: Case Report
Struma Ovarii com Sindrome Pseudo-Meigs e Aumento dos Niveis de CA-125: Relato de Caso

Samya Hamad Mehanna’; Emily Karoline Araujo Nonato Dos Santos?; Elisa Klug Hansen?; Julia Costa Linhares*

RESUMEN

Introduccion: El struma ovarii es un tipo raro de tumor ovdrico compuesto por mds del 50% de tejido tiroideo. Representa solo el 1%
de los tumores ovéricos solidos y el 3% de los subtipos dermoides, siendo en su mayoria benigno. Afecta tipicamente a mujeres entre
la tercera y quinta década de vida y a menudo permanece asintomdtico o presenta signos inespecificos. El sindrome de pseudo-Meigs,
caracterizado por ascitis y derrame pleural, puede estar presente, complicando el diagnéstico. Informe del caso: Mujer de 43 afios que
acudié a consulta por malestar abdominal, dolor pélvico y disnea crénica. La tomografia identificé una masa pélvica sélido-quistica,
ascitis moderada y derrame pleural en el lado derecho. La resonancia magnética confirmé los hallazgos, levantando sospechas de un
tumor ovdrico maligno. El marcador tumoral sérico CA-125 estaba elevado. La paciente fue sometida a una laparotomia exploratoria,
resultando en salpingooforectomia bilateral. El andlisis histopatolégico de la muestra confirmé el diagnéstico de struma ovarii en el ovario
izquierdo y teratoma quistico maduro en el ovario derecho. Conclusién: Los niveles elevados de CA-125 pueden encontrarse en casos
de struma ovarii, lo que lo convierte en un diagnéstico diferencial con neoplasias ovéricas malignas, especialmente cuando se asocia con
el sindrome de pseudo-Meigs. Por lo tanto, aunque sea raro, se debe considerar como una posibilidad durante la investigacién clinica de
masas ovdricas con presentaciones atipicas. Los estudios por imdgenes pueden ayudar, pero la confirmacién se establece mediante andlisis
microscépico. El tratamiento implica la reseccién quirtrgica simple y los sintomas desaparecen después, con un prondstico favorable.
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ABSTRACT

Introduction: Struma ovarii is a rare type of ovarian tumor composed of
more than 50% of thyroid tissue. It represents only 1% of solid ovarian
tumors and 3% of dermoid subtypes, with the majority of cases following a
benign course. It typically affects women between the third and fifth decades
of life and often remains asymptomatic or presents with nonspecific signs.
pseudo-Meigs syndrome, characterized by ascites and pleural effusion, may
be present, complicating the diagnosis. Case report: A 43-year-old woman
presented with abdominal discomfort, pelvic pain, and chronic dyspnea. A
CT scan identified a solid-cystic pelvic mass, moderate ascites, and right-
sided pleural effusion. Magnetic resonance imaging (MRI) confirmed
the findings, raising suspicion of malignant ovarian tumor. The serum
tumor marker CA-125 was elevated. The patient underwent exploratory
laparotomy, resulting in bilateral salpingo-oophorectomy. Histopathological
analysis of the specimen confirmed the diagnosis of struma ovarii in the left
ovary and mature cystic teratoma in the right ovary. Conclusion: Elevated
CA-125 levels can be found in cases of struma ovarii, posing a differential
diagnosis challenge with malignant ovarian neoplasms, especially when
associated with pseudo-Meigs syndrome. Therefore, although rare, it should
be considered as a possibility during clinical investigation of ovarian masses
with atypical presentations. Imaging studies can assist, but confirmation is
established through microscopic analysis. Treatment involves simple surgical
resection, and symptom disappearance follows, with favorable prognosis.
Key words: struma ovarii; ovarian neoplasms; pseudo-Meigs syndrome;
CA-125 antigen.

RESUMO

Introdugao: Struma ovarii é um tipo raro de tumor ovariano composto
por mais de 50% de tecido tireoidiano. Representa apenas 1% dos tumores
s6lidos do ovdrio e 3% dos subtipos dermoides, com a maioria dos casos de
curso benigno. Geralmente afeta mulheres entre a terceira ¢ a quinta décadas
de vida, sendo muitas vezes assintomdtico ou com sinais inespecificos. A
sindrome de pseudo-Meigs, caracterizada por ascite e derrame pleural,
pode estar presente, dificultando o diagnéstico. Relato do caso: Mulher,
43 anos, com desconforto abdominal, dor pélvica e dispneia cronica. A
tomografia identificou massa sélido-cistica na pelve e ascite moderada,
além de derrame pleural 4 direita. A ressonincia magnética confirmou
as alteragoes e, desse modo, suspeitou-se de tumor maligno ovariano. O
marcador sérico tumoral CA-125 estava elevado. A paciente foi submetida
a uma laparotomia exploradora que resultou em salpingo-oforectomia
bilateral. A andlise histopatolégica do espécime confirmou o diagndstico
de struma ovarii em ovério esquerdo e teratoma cistico maduro a direita.
Conclusao: Os niveis elevados de CA-125 podem ser encontrados em casos
de struma ovarii, tornando-o diagndstico diferencial nas neoplasias ovarianas
malignas, especialmente quando associado 2 sindrome de pseudo-Meigs.
Nesse sentido, embora raro, o tumor deve ser considerado uma possibilidade
durante investigagdo clinica de massas ovarianas com apresentagoes atipicas.
Os exames de imagem podem auxiliar, mas a confirmagio ¢ estabelecida
pela andlise microscopica. O tratamento consiste na ressecgdo cirtirgica
simples, e o desaparecimento dos sintomas acontece em seguida, sendo de
bom progndstico.

Palavras-chave: estruma ovariano; neoplasias ovarianas; sindrome de
pseudo-Meigs; antigeno CA-125.
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INTRODUCCION

El struma ovarii es una forma altamente especializada
de teratoma maduro ovdrico en donde el tejido tiroideo
es el elemento predominante (>50%)’, siendo el tipo més
comun de teratoma monodérmico ovérico?, representando
el 1% de los tumores sdlidos y el 3% de los tumores
dermoides del ovario®. Esta neoplasia puede ser benigna
o maligna, y ambas entidades son raras. La edad de
incidencia de struma ovarii es semejante a la del teratoma
quistico maduro, con pico entre la tercera y la quinta
década de vida®>.

La mayoria de las pacientes es asintomdtica’. Sin
embargo, cuando estdn presentes, las sefiales y sintomas
son usuales de masa pélvica incluyendo dolor, presién
local, aumento del volumen abdominal e irregularidades
menstruales®. La ascitis se da en un tercio de los casos y
ocasionalmente transcurre con el sindrome de pseudo-
Meigs — presencia de ascitis e hidrotérax, aunque no

estd relacionada al fibroma o tecoma ovdrico!>°®

, con
desaparicién de los sintomas luego de la remocién
quirdrgica’. La mayor parte de los struma ovarii es
funcionalmente inactiva y la incidencia de hipertiroidismo
secundario es rara, representando entre el 5% y el 8%
de los casos®’. En el examen fisico, puede presentarse
como una masa palpable, dependiendo de su tamafio y
localizacién.

Pasaron ya mds de 100 afios desde el primer relato de
struma ovarii, pero varios de sus aspectos contintian siendo
un enigma, con necesidad de evaluacién multidisciplinaria
de forma macro y microscépica, excluyendo siempre la
posibilidad de malignidad®®. Teniendo estas nociones,
este trabajo trae como principal objetivo agregar a la
literatura sobre la temdtica un caso atipico con pocos
datos epidemioldgicos de la enfermedad a nivel mundial.

Esta investigacién fue aprobada por el Comité de
Etica en Pesquisa de la Facultad Evangélica Mackenzie
del Parand bajo el nimero de parecer 4991187 (CAAE:
51395921.3.0000.0103) de acuerdo con los criterios del
Surgical Case Report (SCARE) en su tltima actualizacién'
y cumplié con todos los requisitos éticos relacionados
con estudios que involucran a seres humanos, necesarios
para su éxito y el resguardo relacionados al sigilo de
las informaciones, conforme con lo evidenciado en la

Resolucién n.© 466/12'" del Consejo Nacional de Salud.

INFORME DE CASO

Mujer de 43 anos que buscé los servicios de atencién
médica en julio de 2020 con quejas de incomodidad
abdominal del tipo célico, dolor pélvico de intensidad
moderada y disnea crénica. La historia médica previa
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contaba con cirrosis hepdtica bajo tratamiento, derrame
pleural hasta el dpice izquierdo y antecedentes familiares
de neoplasia maligna.

En el examen fisico, se identificé una lesién palpable
infraabdominal de aspecto mévil y, al toque vaginal,
el cuello uterino no presentaba alteraciones. En la
investigacién complementaria se realizé una ecografia
abdominal, visualizindose una masa sélida, heterogénea,
con didmetro de 10 cm, presentando vascularizacién
acentuada, localizada en la proyeccidn de la cicatriz
umbilical. Para una mejor evaluacién de la imagen, se
solicité una tomografia de abdomen total y térax, la cual
identificé evidencias de lesién expansiva —multilobulada,
irregular y heterogénea, midiendo 120 x 86 mm, situada
en la pelvis— y ascitis moderada, asociadas a la presencia
de lesion osteolitica con mdrgenes regulares y esclerdticas
de 11 mm en el asa iliaca derecha y derrame pleural a la
derecha.

En complementacién diagnéstica, la resonancia
magnética de abdomen total caracterizé lesiones sélido-
quisticas en la pelvis con limites parcialmente definidos y
contornos lobulados, que presentaban realce heterogéneo
por el medio de contraste, sin restriccion a la difusidn,
exhibiendo hipersenal en T2 y hiposefial en T1. Las
lesiones estaban localizadas superior y posteriormente al
ttero, y anterior al recto, justo encima de la vejiga (Figura
1). Los ovarios no fueron caracterizados por el radiélogo,
habiendo sido entonces levantada la hipétesis de tumor
maligno ovérico.

Figura 1. Resonancia magnética abdominal mostrando lesiones
sélido-quisticas en la pelvis, midiendo en conjunto 97 x 104 x 114
mm (T x AP x L)

Los pardmetros laboratoriales cubrieron hemograma
y medicién de hormonas relacionadas a la tiroides
(TSH, T4), todos dentro de la normalidad. También se
realizd toracocentesis y paracentesis diagndstica con la
intencién de obtener informaciones adicionales sobre los
liquidos pleural y peritoneal. Dada la posibilidad clinica
y radioldgica de una neoplasia ovérica de naturaleza
maligna, se procedié a solicitar los marcadores tumorales,
con resultados indicando aumento de CA-125 (302 U/
ml), mientras que el BHCG (< 2,39 mlU/ml) y el CEA
(0,80 ng/ml) se encontraban dentro de los valores de



referencia. Los resultados corroboraron la sospecha de
cdncer de ovario, siendo sometida la paciente, en el
mes de agosto de 2020, a una laparotomia exploratoria
para la evaluacién de la extensién tumoral y al andlisis
intraoperatorio de las caracteristicas de la lesion en forma
conjunta con el sector de anatomia patolégica.

Durante la evaluacién quirdrgica, se observaron
una masa ovérica voluminosa a la izquierda, de
aproximadamente 12 ¢cm en su didmetro mayor, y una
lesién sélido-quistica de 6 cm en la mayor extensién
en el ovario derecho, no siendo identificados otros
hallazgos dignos de notar. De esta forma, fue realizada la
salpingooforectomia izquierda, con envio de la muestra
para el andlisis anatomopatoldgico intraoperatorio, el cual
revel6 un cuadro de benignidad. Finalmente, debido a la
presencia de tumoracion bilateral, se prosiguié también
con salpingooforectomia derecha con envio del material
para evaluacién histoldgica posterior a la cirugfa.

Los exdmenes citol6gicos de los liquidos peritoneal y
pleural recolectados fueron negativos para malignidad,
asi como las muestras del omento y de las biopsias
peritoneales que se encontraban libres de infiltraciéon
neopldsica.

En el andlisis macroscépico de la parte quirtrgica
de lateralidad izquierda, el ovario pesaba 310 g y media
12,3 cm en el eje mayor. La cdpsula ovirica se encontraba
integra. En los cortes, se not6 lesion irregular, sélido-
quistica, de contenido seroso amarillo citrino y sebdceo,
de limites bien definidos, coloracién variada, acastafiaday
vinosa, de consistencia blanda y el4stica, ocupando todo el
ovario. Ya en la histopatologfa, los hallazgos confirmaron la
presencia de struma ovarii (Figura 2) asociado a teratoma
maduro.

s Spioi S et i

Figura 2. Detalles de los foliculos tiroideos con coloide de struma
ovarii en el ovario izquierdo (microscopia 6ptica, hematoxilina-eosina,

100x)

Struma Ovarii con Presentacion Atipica

Ya el ovario derecho presentaba aspecto quistico,
pesaba 25 g y media 6,3 cm en el ¢je mayor. La cdpsula
se encontraba rota, con superficie acastaiada, irregular
y opaca. En los cortes, lesién quistica unilocular
con contenido sebdceo acastanado. En la evaluacién
microscopica, el diagnéstico anatomopatoldgico fue de
teratoma quistico maduro (Figura 3).

Figura 3. Teratoma quistico maduro en ovario derecho (microscopia
6ptica, hematoxilina-eosina, 200x)

Las tubas uterinas median aproximadamente 6,0 cm
de longitud por 1,3 a 1,5 cm en los didmetros mayores.
Ambas presentaban serosa amoratada, lisa y brillante, sin
alteraciones histopatolégicas significativas, y libres de
infiltracién neopldsica.

La paciente recibid el alta hospitalaria 24 horas después
del procedimiento quirtrgico, en buen estado general, y la
discontinuidad de seguimiento ambulatorio mensual en
su consulta de retorno diez dias después de la internacidn,
puesto que se trata de una condicién ovdrica benigna.
En el seguimiento anual, los pardmetros de imagen y
laboratoriales, incluyendo los indices de CA-125, se
mostraron normalizados y sin sefiales de recidiva aun
después de dos anos y cinco meses.

DISCUSION

El struma ovarii representa una variante altamente
especializada de teratoma maduro, en la que prevalece
la presencia de tejido tiroideo. La mayoria de veces
suele seguir un curso benigno y asintomdtico, ddndole
complejidad al diagnéstico'?. Adicionalmente, su
distincién con cuadros de neoplasias malignas ovéricas es
desafiante, especialmente cuando el cuadro clinico de las
pacientes se encuentra asociado a la rara combinacién de
sindrome pseudo-Meigs, a niveles elevados de CA-125 y

a la edad de la paciente®'2.
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Con el propésito de auxiliar en el diagnéstico
diferencial de masas anexiales, la ecografia puede ser
una aliada interesante. El struma ovarii normalmente
se presenta como nédulo o masa compleja, en general
multiquistico, con superficie lobulada, septos o paredes
del quiste engrosados y ocasionalmente con dreas sélidas
bien vascularizadas y evidencias de teratoma maduro,
pudiendo ser dificil la distincién entre lesién benigna y
maligna, como fue ya destacado’. Por otro lado, el CA-125
es un marcador tumoral importante en la investigacién,
en el diagnéstico, en el tratamiento y en el prondstico
del carcinoma del ovario. Sin embargo, debido a su
baja especificidad, es posible que presente elevaciones
excepcionales en casos de struma ovarii como atestiguan
los escasos relatos en la literatura médica®’.

En general, el struma ovarii no suele provocar
alteraciones en los niveles de hormona tiroidea'?, sin
embargo, Morrissey er al.'? describieron una condicién
en la que el struma ovarii podria ocasionar la formacién
de anticuerpos antitiroideo y esto podria resultar en
tiroiditis secundaria a la neoplasia ovérica con senales
clinicas de hipertiroidismo. Ademds, la observacién
de disminucién en los niveles de T4 y en los sintomas
de tirotoxicidad después de la remocién del tumor —
combinada con hallazgos anatomopatolégicos— sugeriria
que el tumor ovdrico podria ser una causa extraglandular
de hipertiroidismo®. Por lo tanto, cuando hubiere
sospecha, también puede incorporarse el perfil de esas
hormonas en la investigacién clinica’.

Como las sefales clinicas y de imagen no son
caracteristicas, el diagnéstico definitivo es obtenido
por medio del andlisis anatomopatoldgico, después de
la reseccién quirtrgica', pudiendo la evaluacién cito/
histoldgica preoperatoria contribuir también para la
definicién del enfoque terapéutico’. La evaluacién
macroscopica suele revelar una masa sélida o sélido-quistica
generalmente unilateral, de tamanos variados, generalmente
inferiores a 10 cm, con superficie acastafiada de contornos
lobulados®. En la microscopia, el tejido tiroideo normal
estd caracterizado por foliculos de tamafios diversos rellenos
con coloide, exhibiendo una tinica capa de células cuboides
eosinofilicas con nucleos redondeados, frecuentemente
asociadas a dreas quisticas amplias, conteniendo focos de
teratoma quistico maduro cldsico?.

Ocasionalmente, el tejido tiroideo puede asumir
apariencia de nédulo adenomatoso o bocio nodular.
En casos con hipertiroidismo clinico (8%), pueden
observarse, a nivel microscdpico, caracteristicas indicativas
de bocio téxico, tales como foliculos revestidos por epitelio
hiperpldsico que asume forma seudopapilar, juntamente
con 4reas vacuoladas periféricamente al coloide. Infiltrados
linfocitarios focales pueden estar presentes. La distincion
precisa de esas alteraciones es de significativa importancia,
con la finalidad de evitar posibles interpretaciones
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erréneas como carcinoma papilifero de tiroides, entidad
ya documentada en la literatura en asociacién a la
transformacién maligna de struma ovari®.

En situaciones en las que las neoplasias exhiben un
patrén sélido o microfolicular, las células tumorales
generalmente se presentan con citoplasma eosinofilico
claro, pudiendo tener apariencia oncocitica y ser
confundidas con tumores de células oncociticas, primarios
o metastaticos. Puede aun mimetizar tumores ovéricos del
cordén sexual, adoptando una disposicién pseudotubular
similar a la del tumor de células de Sertoli?, o una
configuracién de pequeiios foliculos remitiendo al cumor
de células de la granulosa. En ese contexto, reconocer
formas tipicas de struma ovarii o utilizar marcadores
inmunohistoquimicos para tiroglobulina o factor de
transcripcién de la tiroides 1 (TTF-1) puede contribuir
para el diagnéstico diferencial®®.

La transformacién maligna, descrita en cerca de un
quinto de los casos’, no presenta criterios diagndsticos bien
establecidos, aun hasta con la variacién de nomenclatura
entre “struma ovarii maligno” y “carcinoma del tipo
tiroideo originado en struma ovarii”, siendo la tltima més
apropiada para describir dicha condicién. Varios tipos de
carcinoma de tiroides surgiendo en el struma ovarii fueron
relatados, entre ellos el papilifero, incluyendo su variante
folicular, y el carcinoma folicular conteniendo la variante
oncocitica®. El carcinoma papilifero es el mds comdn y
sus componentes histolégicos incluyen sobreposicion
celular, patrén en vidrio esmerilado con inclusiones
intranucleares, ndcleos con contornos irregulares en
medio a formaciones papilares vascularizadas y cromatina
finamente granular, con positividad para tiroglobulina
y TTF-1°. La identificacién de cuerpos psamomatosos
sugiere una alta posibilidad de malignidad'.

Es importante notar que, aun frente a las alteraciones
histolégicas antes mencionadas, frecuentemente no
corresponden al comportamiento clinico maligno
de la enfermedad, y dificilmente evolucionardn con
diseminacién extraovdrica®’. Tumores con dimensiones
superiores a 10 cm y con mds del 80% de componente
estromal estdn asociados a un mayor riesgo de progresion'.
Desde el punto de vista molecular, mutaciones del gen
BRAF y reordenamientos del gen RET/PTC fueron
identificados en el carcinoma papilar de la tiroides
surgiendo de struma ovarii®.

El enfoque terapéutico se basa en la realizacién de
la reseccién quirdrgica simple. La mayoria de los casos
tipicos de struma ovarii es benigna’. Aun en los casos
malignos, el prondstico de la paciente es favorable con
posibilidades minimas de metdstasis y, en ese contexto,
el tratamiento debe ser individualizado®. Los niveles de
CA-125 suelen retornar répidamente a la normalidad en
el periodo posoperatorio, cuando en el diagnéstico se
presentan elevados.



CONCLUSION

El struma ovarii, aunque de ocurrencia poco frecuente,
debe ser considerado un diferencial para neoplasias
malignas de ovario, especialmente cuando coexiste con
niveles elevados de CA-125 y manifestaciones indicadoras
de sindrome de pseudo-Meigs. De esta forma, es
fundamental el andlisis anatomopatolégico de la lesién
para un diagndstico definitivo. Los niveles de CA-125y
las sefiales clinicas generalmente se normalizan después de
la reseccién quirtdrgica del cumor, evolucionando con buen
prondstico y bajas probabilidades de recidivas.
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