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RESUMEN

Introduccién: La endometriosis es una de las enfermedades ginecoldgicas mds prevalentes, afectando del 7 al 10% de las mujeres en edad
reproductiva. Consiste en la presencia de glindulas endometriales y estroma fuera de la cavidad uterina, y la forma profunda es la mds
grave. Los tumores neuroendocrinos gastrointestinales son raros, pero se encuentran entre las neoplasias mds comunes del apéndice cecal
y siendo mds frecuentes en mujeres. El objetivo de este articulo es describir un caso raro en el que, durante una videolaparoscopia por
endometriosis profunda, se realizé un diagnéstico incidental de un tumor neuroendocrino en el apéndice. Informe del caso: Paciente
femenina de 44 afios, sometida a videolaparoscopia para el control de endometriosis profunda. Se decidi6 resecar los focos de endometriosis,
junto con una apendicectomia, debido a un hallazgo intraoperatorio durante la exploracién intestinal. La paciente ha estado estable en
el posoperatorio, sin complicaciones. En el examen anatomopatolégico del apéndice cecal, se identificé un tumor neuroendocrino bien
diferenciado (grado 1), pT1, de 0,5 cm en su didmetro mayor, con mdrgenes libres y sin invasién linfovascular. Conclusién: Este caso
refuerza la importancia de una evaluacién completa de la cavidad peritoneal, incluyendo el apéndice, durante la laparoscopia en pacientes

con endometriosis.
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RESUMO

Introdugdo: A endometriose é uma das doengas ginecolégicas mais
prevalentes, afetando de 7% a 10% das mulheres em idade reprodutiva.
Consiste na presenca de glaindulas endometriais e estroma fora da cavidade
uterina, ¢ a forma profunda ¢ a mais grave. Os tumores neuroendécrinos
gastrointestinais sio raros, mas estio entre as neoplasias mais comuns do
apéndice cecal, sendo mais comuns em mulheres. O objetivo deste artigo
¢ descrever um caso raro no qual, com base na videolaparoscopia para
endometriose profunda, foi feito o diagnéstico incidental de um tumor
neuroenddcrino no apéndice. Relato do caso: Paciente do sexo feminino,
44 anos, submetida a videolaparoscopia para controle de endometriose
profunda. Optou-se pela resseccio dos focos de endometriose associados
4 apendicectomia em razio de um achado durante a exploragio intestinal.
O paciente apresentou-se estével no pés-operatério, sem complicagoes.
No exame anatomopatoldgico (apéndice cecal), foi constatado um tumor
neuroenddcrino bem diferenciado (grau 1), pT1, medindo 0,5 cm em seu
maior didmetro, com margens livres, sem invasdo linfovascular. Conclusio:
Este caso reforca a importincia de uma avaliagdo completa da cavidade
peritoneal, incluindo o apéndice, durante a laparoscopia em pacientes
com endometriose.

Palavras-chave: Tumores Neuroendécrinos/cirurgia; Endometriose;
Laparoscopia; Apendicectomia.

ABSTRACT

Introduction: Endometriosis is one of the most prevalent gynecological
diseases, affecting 7 to 10% of women at a reproductive age. It consists
of endometrial glands and stroma growing outside the uterine cavity, the
deepest is the most harmful. Gastrointestinal neuroendocrine tumors are
rare, but they are one of the most common neoplasms of the cecal appendix,
being more common in women. The objective of this article is to describe
a rare case in which, during a videolaparoscopy for deep endometriosis, an
incidental appendiceal neuroendocrine tumor was found. Case report: A
44-year-old female patient underwent a videolaparoscopy to control deep
endometriosis. It was decided to perform a resection of endometriosis
foci associated with appendectomy due to the finding during intestinal
exploration. The patient was stable postoperatively with no complications.
The anatomopathological examination (cecal appendix) revealed a well-
differentiated neuroendocrine tumor (grade 1), pT'1, measuring 0.5 cm in
its largest diameter, with free margins, without lymphovascular invasion.
Conclusion: This case reinforces the importance of a complete evaluation
of the peritoneal cavity, including the appendix, during laparoscopy for
patients with endometriosis.

Key words: Neuroendocrine Tumors/surgery; Endometriosis; Laparoscopy;
Appendectomy.
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INTRODUCCION

La endometriosis es definida por la presencia de glandulas
endometriales y estroma fuera de la cavidad uterina. Es una
enfermedad inflamatoria crénica que causa dolor e infertilidad
en el 10-15% de las mujeres en edad reproductiva, pudiendo
provocar otros sintomas como dismenorrea, sangrado uterino
anormal, dispareunia, sangrado poscoital, sindrome del
intestino irritable y enfermedad inflamatoria pélvica'.

Laendometriosis puede categorizarse en tres clasificaciones:
endometriosis peritoneal, quistes endometriales ovdricos
(endometrioma) y endometriosis profunda (EP). La EP
se define por lesiones que infiltran el peritoneo en més de
5 mm. La cirugfa estd indicada en tres situaciones: dolor
refractario a las medicaciones, involucramiento ileal (riesgo
de obstruccién intestinal), e involucramiento apendicular
(riesgo de neoplasia)®?.

Por otro lado, los tumores neuroendocrinos (TNE)
pueden desarrollarse en casi todos los drganos y pueden variar
ampliamente en sus manifestaciones clinicas, morfologia,
gendémicay prondstico. Los TNE del apéndice normalmente
surgen en la punta y la mayorifa se descubre incidentalmente
durante procedimientos quirtrgicos. Macroscdpicamente,
estas neoplasias son nédulos amarillados bien demarcados.
Histéricamente, se les considera tumores indoloros y el
término carcinoide se usa frecuentemente para los TNE del
tracto gastrointestinal (TGI)*.

Aunque los TNE se consideren raros y de buen prondstico,
representan el segundo tipo de tumor gastrointestinal més
comtn y hubo un aumento entre el 70 y el 133% en la
incidencia de TNE apendiculares en los dltimos diez afios.
El diagnéstico de TNE apendiculares generalmente se
establece histolégicamente y ocurre en el 0,16-2,3% de las
apendicectomfas™®.

Los TNE del apéndice afectan mds cominmente a mujeres
entre 15 y 19 afios y a hombres entre 20 y 29 afios segin
algunos estudios. El prondstico depende del estadio, grado,
sitio primario y actividad mitética. El grado de estos tumores
se determina mediante el indice Ki67 y/o mitosis/ High Power
Field. Adicionalmente, en una btsqueda en el PubMed
usando los términos “Neuroendocrine tumor’, “Appendix” y
“Endometriosis” sin restriccion temporal, solo se encontraron
siete manuscritos, destacando la rareza de la asociacién.

El presente articulo fue aprobado por el Comité de Etica
en Pesquisa, con el nimero de parecer 7.130.629 (CAAE:
81074124.0.0000.5047), de acuerdo con la Resolucién n.°
466/20127 del Consejo Nacional de Salud.

INFORME DEL CASO

Mujer, 44 afios, enviada para seguimiento especializado
debido a un cuadro de EP e infertilidad. Presentaba cuadro
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de dispareunia de profundidad, dismenorrea, sangrado
uterino anormal, dolor pélvico crénico (DPC) y alteraciones
del habito intestinal. En el examen fisico, habia dolor a la
movilizacién del cuello uterino y a la palpacién del septo
rectovaginal. La paciente no tenfa antecedentes de cirugfas,
etilismo o tabaquismo, pero tenia antecedentes familiares
de diversas neoplasias, incluyendo mieloma multiple,
hepatocarcinoma, melanoma, cincer de intestino y de sistema
nervioso central.

En examen de ecograffa transvaginal con preparacién
intestinal, se observaron focos sugerentes de endometriosis
acarreando desplazamiento lateral del ovario derecho, debido
a un quiste anexial de aproximadamente 3 cm y ovarios de
tamafo normal, y focos acometiendo la pared anterior del
recto, vagina y de la serosa uterina, ademds de adherencias
pélvicas. Pasé por una intervencion videolaparoscdpica en
mayo de 2022 para control de EB, y durante el procedimiento
se encontraron gran cantidad de focos endometriales
amoratados infiltrativos de 1-5 mm en trompas, ligamentos
uterosacros, uréteres, vejiga, septo rectovaginal, diafragma
derecho y apéndice, ademds de un endometrioma en el
ovario derecho. Se opté por resecar los focos y, durante la
exploracion, se visualizé un nédulo amarillado y endurecido
en el dpice del apéndice (Figura 1). Se decidid, entonces, por
la realizacién de apendicectomia (Figura 2). La paciente tuvo
una evolucidn estable en el posoperatorio durante los dos dias

de internacién, sin complicaciones.

Figura 2. Colocacién de clips para posterior apendicectomia

laparoscédpica
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El andlisis anatomopatolégico del nédulo apendicular
revel6 un TNE bien diferenciado (Grado 1), por la
clasificacién de la Organizacién Mundial de la Salud
(OMS), confirmado por estudio inmunohistoquimico
(sinaptofisina positivo, cromogranina A positivo, CD56
positivo y Ki-67 positivo en el 1% de las células) (Figura
3), pT'1, con 0,5 cm de didmetro méximo, localizado en la
capa submucosa. Los mérgenes quirdrgicos estaban libres
y no habia invasién linfovascular. De esta forma, no fue
necesaria terapia adyuvante u otro enfoque quirtrgico.

B v
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A

Figura 3. Células neoplésicas de fenotipo neuroendocrino con
nicleos redondeados y de cromatina salpicada (A), implantes de
endometriosis adyacentes a la neoplasia (B), marcacién difusa para
sinaptofisina (C), bajo indice proliferativo por el Ki-67 (D)

Ademds, posteriormente, la paciente pasé por una
mamotomia izquierda para biopsia de un fibroadenoma
hialinizado en septiembre de 2022 y por una tiroidectomia
total en noviembre de 2022, por causa de un carcinoma
papilar del subtipo folicular en tercio medio, con
dimensiones de 0,8 x 0,5 x 0,4 cm y estadio pT1la.

Actualmente, la paciente estd clinicamente estable, tres
afios después del diagndstico de TNE, en seguimiento
anual en dos hospitales terciarios, sin senales de recidiva,
conforme con los exdmenes de endoscopia digestiva alta,
colonoscopia y tomografia computarizada realizados seis
meses y un afio después de la cirugia.

DISCUSION
El presente caso presenté un cuadro cldsico de sefiales

y sintomas de EP con acometimiento del TGI y se envi6
a la paciente al tratamiento quirtrgico en el cual se

Tumor Neuroendocrino de Apéndice Hallado en Laparoscopia

visualizé una lesién de apéndice. Dentro de la intervencién
quirtdrgica de la EP, existen tres técnicas descritas en la
literatura: el shaving, la remocion en disco y la reseccién de
segmento intestinal, siendo el riesgo de fistula rectovaginal
mayor en las dos tltimas’.

La evaluacién prequirdrgica utilizando diversas técnicas
de imagen (ecografia vaginal 3D, enema opaco con doble
contraste y resonancia magnética) es, por lo tanto, esencial
para definir la conducta quirdrgica. No obstante, es de
consenso la necesidad de una completa evaluacién de
la cavidad peritoneal, incluyendo el apéndice, durante
laparoscopia para EP. Ante la presencia de lesiones
sospechosas, se indica la apendicectomia. En el caso en
cuestion, la cirugfa se bas6 en los hallazgos ecogrificos,
cuadro clinico y en la extensién de la endometriosis, sin
necesidad de exdmenes confirmatorios adicionales®.

Para este fin, un estudio estandarizé la técnica COPE
(Correr por los C)rganos Peritoneales en la Endometriosis)
para evaluar y correlacionar sefiales y sintomas
gastrointestinales y ginecoldgicos de la endometriosis y
la localizacién de las lesiones en cada segmento del TGI.
La técnica COPE implica una investigacidn sistemdtica
de los 6rganos abdominales, siguiendo el estdndar: 1)
monitor posicionado inferiormente, cerca de los pies; 2)
puncién de 5 mm en el hipocondrio derecho; 3) uso de
ptica de 30 grados; 4) posicién de Trendelenburg con
soportes para piernas; 5) inicio del andlisis del intestino
delgado por el ileo terminal en direccién hacia el dngulo
duodenoyeyunal’.

En el estudio con la descripcién de la técnica COPE
con mujeres con diagndstico de endometriosis, se observé
acometimiento por la enfermedad en el TGI en el 70%
de los 40 casos de la muestra. Se demostré una nitida
relacién entre sefiales y sintomas del TGI y lesiones en
el rectosigmoide e {leo. En el apéndice, se observé que
se logran detectar lesiones solamente si la técnica COPE
fuere correctamente aplicada, pues no hubo diferencia
entre pacientes con y sin sefales y sintomas del TGI dentro
de los TNE. La COPE fue utilizada en el presente caso’.

Con base en un estudio en los archivos de patologia
de una institucién israeli, se observé que, en 8162
apendicectomias, se realizé el diagndstico histopatolégico
de 153 tumores, de los cuales 57 (37,3%) eran TNE, 35
(22,9%) eran adenomas quisticos mucinosos y 34 (22,2%)
metdstasis de cdncer de ovario'. Los TNE son los tumores
mds comunes del apéndice, comprendiendo cerca del 32 al
57% de los casos, pero en general no presentan sintomas
especificos. La incidencia anual varfa en la literatura, pero
gira alrededor de 0,4-0,6 por cada 100 000 individuos''.
Ademis, el apéndice es el tercer lugar mas coman (16,7%)
de TNE en el TGI, perdiendo para el intestino delgado y

recto, respectivamente'?.
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Una serie de cinco casos con diagnésticos preoperatorios
de DPC describe a pacientes que, durante procedimientos
quirtrgicos ginecoldgicos, se les descubrié TNE
apendiculares. Cuatro pacientes tenfan endometriosis
después de la revisién histopatolégica y una fue
confirmada con un teratoma quistico maduro, reforzando
la importancia de la investigacién del DPCy la posibilidad
de hallazgos incidentales durante procedimientos
ginecolégicos'. A pesar de la presencia de casos semejantes
al presente en la literatura, una revision sistemdtica
identificé que las tasas de TNE son semejantes en
individuos con endometriosis y en la poblacién general .

La perspectiva para TNE de apéndice es generalmente
favorable, teniendo al tamafio como un factor crucial para
el pronéstico. El indice Ki-67 también es relevante, con
estudios mostrando que un alto indice Ki-67 estd asociado
a una reduccién en la sobrevida'®. Un metaandlisis mostré
que la sobrevida en cinco afios para pacientes con TNE
gastroenteropancredticos fue del 89% para grado 1
(Ki-67 <2%) y del 70% para grado 2 (Ki-67 3-20%).
Considerando un punto de corte del 5%, la sobrevida
fue del 89% para Ki-67 <5% y del 51% para Ki-67 entre
el 5-20%. Con un Ki-67 del 1%, la evolucién clinica de
la paciente hasta el momento puede estar alineada a esta
expectativa favorable'.

Las orientaciones de la Sociedad Norteamericana
de Neuroendocrinologia (NANETS) recomiendan
hemicolectomia derecha para tumores apendiculares
localizados en la base o con mds de 2 cm, o en
casos de invasién linfovascular o en el tejido adiposo
mesoapendicular, metdstasis ganglionares, o tumores de
grado intermedio o alto. Para tumores entre 1 cmy 2 cm,
no hay consenso sobre el tratamiento debido a la falta de
estudios. Tumores menores de 1 cm requieren seguimiento
cercano, con consultas cada 3-6 meses después de la
reseccién curativa, seguidas de visitas anuales durante los
proéximos siete afios. Para tumores de hasta 1 cm, como
el del caso (0,5 cm, bien diferenciado, sin invasién), la
apendicectomia aislada es suficiente. El seguimiento del
presente caso fue anual, sin recurrencia en tres afos. El
manejo siguié las orientaciones de la NANETS, con
monitoreo adecuado y desenlace favorable'.

CONCLUSION

Este caso refuerza la importancia de una completa
evaluacién de la cavidad peritoneal, incluyendo el
apéndice, durante la paroscopia para pacientes con EP.
El presente caso enfatiza la necesidad de un enfoque
cuidadoso e individualizado de los TNE vy refuerza la
indicacién de apendicectomia cuando el apéndice es
acometido en el contexto de la EP. Ademds, se destaca
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la importancia de la realizacién de mds estudios que
sistematicen la evaluacién y el rastreo de estas lesiones
en los contextos de la cirugfa digestiva, coloproctologia
y ginecologfa.
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