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REsuMEN

Objetivos. Describir nuestra experiencia en tumores testiculares
y paratesticulares en la etapa prepuberal, incidiendo sobre todo en
su cardcter de benignidad/malignidad y el tratamiento quirtrgico
empleado.

Material y Métodos. Revision retrospectiva de todos los tumores
testiculares en menores de 12 afios, diagnosticados y tratados en nuestro
ambito clinico desde 1998 hasta 2015. Se recogieron datos sobre su
forma de presentacion, estudio y manejo.

Resultados. 17 nifios con tumores testiculares prepuberales fueron
identificados. La presentacién clinica como masa palpable testicular
se dio en 12 casos (70,5%). De los niveles de marcadores tumorales
(alfa-fetoproteina y BhCG), solo estuvo aumentada la alfa-fetoproteina
en dos casos. En el estudio anatomopatolégico, el 64,7% de los tu-
mores fueron benignos (cinco teratomas maduros, cuatro tumores de
células de Leydig, un teratoma inmaduro y un tumor de los cordones
sexuales-estromal). Los tumores malignos fueron tres rabdomiosar-
comas (17,6%), dos tumores del saco vitelino (11,8%) y un linfoma
de Burkitt (5,9%). La edad media de los benignos fue 5,9 afios y de
los malignos 2,9 afios, (p=0,68). De las lesiones neopldsicas nueve
fueron de estirpe no germinal (53%) y ocho germinales (47%). En el
manejo quirtrgico se realiz tumorectomia en seis tumores benignos,
orquidectomia en cinco tumores benignos y en todos los tumores
malignos salvo el linfoma que sélo recibié quimioterapia.

Conclusiones. Los tumores testiculares y paratesticulares primarios
benignos son mds frecuentes en la etapa prepuberal y en su tratamiento
se acepta indicar cirugfa conservadora por via inguinal.
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TESTICULAR AND PARATESTICULAR TUMORS IN PREPUBERTAL CHILDREN

ABSTRACT

Objectives. To describe our experience in testicular and parates-
ticular tumors during the prepubertal stage, focusing especially on its
character of benignity/malignancy and surgical treatment used.

Material and Methods. Retrospective review of all testicular tu-
mors in children under 12 years diagnosed and treated in our clinical
setting from 1998-2015. Data on their presentation, study and manage-
ment were collected.

Results. 17 children with prepubertal testicular tumors were iden-
tified. The clinical presentation as palpable testicular mass occurred
in 12 cases (70.5%). Levels of tumor markers (alpha-fetoprotein
and BhCG) were only increased alpha-fetoprotein in two cases. In
the histopathological study, 64.7% of the tumors were benign (five
mature teratomas, four Leydig cells tumors, one immature teratoma
and one sexual cords-stromal tumor). Malignant tumors were three
rhabdomyosarcoma (17.6%), two yolk-sac tumors (11.8%) and one
Burkitt lymphoma (5.9%). The mean age of benign was 5.9 years old
and malignant 2.9 years old (p=0.68). From neoplastic lesions nine
were non-germline (53%) and eight germline (47%). In the manage-
ment testis-sparing surgery was performed in six benign tumors, and
orchiectomy in five benign tumors and in all malignant tumors except
lymphoma which received chemotherapy.

Conclusions. Benign primary testicular and paratesticular tumors
are more frequent in prepubertals and testis-sparing surgery is indicated
by inguinal approach.

Key Worbs: Prepubertal testicular tumors; Testis-sparing surgery;
Pediatric testicular cancer.

INTRODUCCION

Las neoplasias testiculares son las lesiones s6lidas malig-
nas més frecuentes en varones entre los 15 y 35 afios de edad,
sin embargo, representan tan solo alrededor del 1% de todos
los tumores sélidos en el varén®. En los niflos esta estadistica
se mantiene, representando el 1-2% de los tumores sélidos
pediétricos®. Ademads, los tumores testiculares prepuberales
son diferentes a los postpuberales en cuanto al tipo histoldgico
y su comportamiento clinico®.
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Tabla I. Caracteristicas clinico-patologicas de los pacientes con tumores benignos revisados.
Caso n® Edad Forma de presentacion AFP (ng/ml) PBhCG (UI/L) Histopatologia Cirugia
1 3meses  Masa palpada por pediatra 229 0 Tumor de los cordones sexuales-  Orquiectomia
estromal
2 12 meses  Hidrocele 12 - Teratoma inmaduro Orquiectomia
3 18 meses  Masa palpable 3 0 Teratoma maduro Tumorectomia
4 5 afios Masa palpable, antecedente de 2 - Teratoma maduro Tumorectomia
trauma
5 6 afios Calcificaciones en ecograffa 2 0 Teratoma maduro Tumorectomia
6 7 afios Pubertad precoz - - Tumor de células de Leydig Tumorectomia
7 8 aflos Masa palpable 2 0 Teratoma maduro Orquiectomia
8 9 afios Masa palpable y dolor testicular 2 0 Teratoma maduro Orquiectomia
9 9 aflos Pubertad precoz 2 0 Tumor de células de Leydig Orquiectomia
10 9 afios Masa palpada por pediatra - - Tumor de células de Leydig Tumorectomia
11 9 afios Pubertad precoz 1 0,1 Tumor de células de Leydig Tumorectomia
AFP: a-fetoproteina; PhCG: gonadotrofina corionica humana fraccion p.
Los tumores de células germinales comprenden del 65al ~ RESULTADOS

85% de los tumores testiculares pedidtricos frente al 95% en
adultos®. El Registro de Tumores Prepuberales de la Acade-
mia Americana de Pediatria (AAP) publica que el tumor del
seno endodérmico es el mds comtin de los tumores testiculares
prepuberales®. Estudios recientes contradicen esta afirma-
cion al publicar el teratoma como el mds frecuente. Esto ha
motivado cambios en el tratamiento, al cobrar importancia la
tumorectomia en el tratamiento de lesiones con caracteristicas
ecogréficas benignas y marcadores tumorales negativos.

El objetivo del presente estudio es describir nuestra expe-
riencia en tumores testiculares y paratesticulares en la etapa
prepuberal incidiendo, sobre todo, en su comportamiento be-
nigno o maligno y el tratamiento quirdrgico empleado.

MATERIAL Y METODOS

Se ha realizado una revision retrospectiva de las historias
clinicas de todos los pacientes menores de 12 afios diagnos-
ticados y tratados de tumores testiculares y paratesticulares
en nuestro dmbito clinico desde el afio 1998 hasta 2015. Ex-
cluimos a pacientes con masas escrotales no tumorales. Se
registraron la edad, forma de presentacion clinica, exploracio-
nes complementarias, histopatologia y tratamiento efectuado.

Se excluyeron para el presente estudio los tumores metas-
tsicos (leucemias, etc.) y nddulos testiculares no etiquetados
como neoplasias (calcificaciones aisladas, necrosis, etc.), asi
como tumores de la piel escrotal (nevus, hemangiomas, etc.).

Los resultados se presentan de forma descriptiva y el andlisis
estadistico fue llevado a cabo utilizando la prueba t de Student,
donde p<0,05 fue considerado estadisticamente significativo.

VOL. 28 N°2, 2015

Se identificaron 17 pacientes prepuberales con tumores
testiculares y paratesticulares. La edad media de presentacion
fue de 4,8 afos (rango: 3 meses - 10 afios). La presentacion cli-
nica como masa palpable testicular se dio en 12 casos (70,6%),
pubertad precoz en tres casos (17,6%), hallazgo ecogréfico
casual en un caso (5,9%) e hidrocele en un caso (5,9%). En
dos de los casos, 1a masa testicular fue palpada por primera
vez por el pediatra durante una revision de rutina y otros dos
casos manifestaban antecedente de traumatismo testicular
(Tablas 'y II).

A todos se les realiz6 ecografia testicular y, en los casos
malignos, tomografia computarizada para estadiaje. Respecto
a los niveles de marcadores tumorales estudiados: alfa-feto-
proteina (AFP) y fraccién beta de la gonadotrofina coridnica
humana (BhCG), solo estuvo aumentada la AFP en 2 casos
(Tabla II).

El estudio histopatoldgico confirmé 14 casos de tumores
testiculares y tres tumores paratesticulares. Once tumores
(64,7%) fueron benignos (cinco teratomas maduros, cuatro
tumores de células de Leydig, un teratoma inmaduro y un
tumor de los cordones sexuales-estromal). Los seis tumores
malignos fueron tres rabdomiosarcomas (17,6%), dos tumores
del saco vitelino (11,8%) y un linfoma de Burkitt primario
(5,9%) (Tabla III). La edad media fue de 5,9 afios en los benig-
nos y 2,9 afios en los malignos, sin diferencia estadisticamente
significativa (p=0,68).

De las lesiones neopldsicas, 9 fueron de estirpe no ger-
minal (53%) y 8 germinales (47%). La edad media de pre-
sentacion de los tumores no germinales fue 5,6 afios y de
los germinales 4 afios, no habiendo diferencia significativa
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TablaIl.  Caracteristicas clinico-patoldgicas de los pacientes con tumores malignos revisados.
Forma de AFP BrCG Estadio
Cason’ Edad presentacion (ng/ml)  (UI/L) Histopatologia tumoral  Cirugia Quimioterapia
1 9meses Masa palpable 11 0 Rabdomiosarcoma I Orquiectomia  Vincristina, actinomicina
paratesticular e ifosfamida
2 10 meses Masa palpable 10.094 0 Tumor del seno I Orquiectomia  No. Alta después de 10
endodérmico aflos de seguimiento
3 16 meses Masa palpable 1.191,3 - Tumor del seno I Orquiectomia  No
endodérmico
4 2 afios Masa palpada por 5 0 Rabdomiosarcoma I Orquiectomia  Vincristina y actinomicina
pediatra paratesticular
5 3 aflos Masa palpable, 2 0 Rabdomiosarcoma I Orquiectomia  Vincristina y actinomicina
antecedente de paratesticular
trauma
6 10 aflos ~ Masa palpable - - Linfoma de Burkitt m - Protocolo SHOP

AFP: a-fetoproteina; phCG: gonadotrofina coriénica humana fraccion p.

Tabla IIl.  Anatomia patoldgica, estirpe histoldgica y caracter de benignidad/malignidad de los tumores testiculares y
paratesticulares revisados.

Diagndstico N? pacientes (%) Estirpe histologica Cardcter
Teratoma maduro (29.4) Germinal Benigno
Tumor de células de Leydig 4 (23.5) No germinal Benigno
Rabdomisarcoma 3 (17,6) No germinal Maligno
Tumor del seno endodérmico 2 (11,8) Germinal Maligno
Teratoma inmaduro 1 (5,9 Germinal Benigno
Tumor de los cordones sexuales-estromal 1 (5,9 No germinal Benigno
Linfoma de Burkitt 1 (5,9 No germinal Maligno
Total 17

(p=0,57).Todos los tumores malignos se encontraban en es-
tadio I excepto el linfoma de Burkitt, que se encontraba en
estadio III.

El tratamiento fue quirdrgico en todos los casos, excep-
to el linfoma de Burkitt, que solo recibié quimioterapia. En
todos los casos, el abordaje fue por via inguinal y se realiz6
clampaje de los vasos esperméticos. Se realizé tumorectomia
en 6 tumores benignos, orquiectomia en 5 tumores benignos
y todos los tumores malignos restantes. La supervivencia fue
del 100%, con una mediana de seguimiento de 8,2 afios (6
meses-17 afios).

DISCUSION

La incidencia de tumores testiculares en nifios es solo del
0,5-2 por 100.000©. Una revisién del Registro de Tumores
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Prepuberales de la AAP mostré que el tumor del seno endodér-
mico constitufa el 62% de todos los tumores y el teratoma el
23%05). Sin embargo, Pohl y cols. publicaron que las lesiones
benignas representaban la mayoria de los tumores testiculares
prepuberales (74%). Los teratomas sumaban el 48% de los
tumores y el tumor del seno endodérmico tan solo el 15%.
Esto ha sido corroborado por todos los estudios posteriores
publicados®-11.

En cuanto a las edades de presentacion, observamos un
rango amplio desde los 3 meses hasta los 11 afios. En la litera-
tura se describe un pico de presentacion entre los dos y cuatro
anos de edad y otro a partir de la adolescencia. No obstante,
hay que tener en cuenta lo reducido de nuestra muestra y que
solo hemos incluido pacientes menores de 12 afios. Sobre
la forma de presentacidn, en su mayoria se presentan como
masa palpable testicular; tal como lo describe la literatura
debemos destacar que, en dos casos, la masa fue palpada por el
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pediatra, de ahi la importancia de no obviar el examen genital
durante un examen fisico rutinario. También destacamos los
dos casos que refieren antecedente de trauma, no habiéndose
demostrado relacion alguna en la literatura aunque constituye
una oportunidad para el examen testicular y el diagnéstico de
un tumor existente.

El tumor mas frecuente en nuestra revision fue el teratoma,
histolégicamente maduro en cinco casos (29,4%) e inmaduro
en un caso (5,9%). Debemos destacar que el tnico teratoma
inmaduro revisado se presentd a una edad més temprana que
los teratomas maduros (12 meses vs 18 meses-9 aflos) y mani-
festdndose por hidrocele, que se observd desde el nacimiento
y que fue en aumento. Existe en la bibliografia un caso de
teratoma diagnosticado por una masa testicular que, como el
nuestro, transiluminaba al igual que un hidrocele!2.

Uno de nuestros casos fue diagnosticado de teratoma por
calcificaciones encontradas en la ecografia testicular; existen
14 casos publicados de tumores testiculares con microcalcifi-
caciones en la ecografia escrotal, cinco de ellos malignos, no
existiendo un protocolo de seguimiento en nifios. En adultos
se recomienda: auto-examen testicular, marcadores tumorales,
ecografia anual y biopsia precoz(?. Una revisién de Suo-
minem y cols. encontraron solo dos casos publicados en la
poblacién pedidtrica, donde la ecografia detectd un tumor tes-
ticular antes de que fuera palpable en pacientes con microcal-
cificaciones testiculares(!¥, por lo cual estas, aunque parecen
una condicién benigna en la etapa prepuberal, se recomienda
realizar examen testicular anual y un plan individualizado en
pacientes de alto riesgo, como el sindrome de Peutz-Jeghers
(asociado a tumores testiculares de células de Sertoli)(9,

En el teratoma inmaduro de nuestra revision, se observaba
un testiculo de aspecto tumoral generalizado por lo que se
realizé orquiectomia, al igual que en dos casos de teratoma
maduro. Actualmente se acepta la tumorectomia para tratar
quirdrgicamente un teratoma, sin embargo, no se recomien-
da cuando se presenta en la pubertad, debido a los casos de
malignizacion publicados, ni si tiene elementos inmaduros
en la biopsia por congelacion. Un reciente estudio de Chan y
cols. recomienda orquiectomia en nifios menores de 8 meses
con AFP mayor de 23 ng/ml y tamafio mayor de 2,5 cm por
el incremento de frecuencia de teratomas inmaduros cuando
se presentan estas caracteristicas().

Diagnosticamos 4 casos de tumores de células de Leydig,
3 por haber presentado pubertad precoz (a los 7 y 9 afios) (Fig.
1) y el otro fue un hallazgo durante la exploracion fisica por
parte de su pediatra para estudio de obesidad en un nifio de
9 afos. Los tumores de células de Leydig son los tumores de
células no germinales mds comunes, con un pico de inciden-
cia entre los 5 a 9 afios de edad. Se presentan clinicamente
como masa testicular unilateral (90 a 93%), pseudo-pubertad
precoz y valores elevados de 17-cetoesteroides. Como es-
tos tumores producen unos testosterona y otros andrégenos,
aproximadamente el 20% de los pacientes pueden presentar
signos endocrinolégicos de pubertad precoz y ginecomastia.
En nifios estos tumores siguen un curso benigno, por lo cual
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Figura 1. Varén de 7 afios
con pubertad precoz secun-
daria a un tumor secretante
de células de Leydig.

se puede realizar cirugia conservadora incluso a través de
un acceso transescrotal®, siendo en ese caso imprescindible
tener el diagndstico previo mediante biopsia intraoperato-
ria. En nuestra serie se realizo cirugia conservadora en 3 pa-
cientes por via inguinal, no recomendando la via escrotal si
no se tiene confirmacion de benignidad (Fig. 2). La cirugia
conservadora ha demostrado su seguridad para tumores de
células de Leydig en estudios de seguimiento a largo plazo
en adultos(”18), Existen casos publicados de pubertad precoz
verdadera posterior al tratamiento de un tumor de células de
Leydig, que se deberfa a los altos niveles de testosterona y
otros esteroides sexuales que pueden desencadenar pubertad
precoz dependiente de gonadotrofina®.

Los tres casos de rabdomiosarcoma fueron sospechados
durante la exploracién ecogréfica. Después del estudio de
estadiaje (tomografia computarizada y aspirado medular en
dos casos y PET/TC en uno) se confirmé que se encontraban
en estadio I segtin el sistema de estadificacion de los tumores
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Figura 2. Tumorectomia de un tumor de células de Leydig.

testiculares y paratesticulares malignos del Children’s Cancer
Group and Pediatric Oncology Group. Estos pacientes fueron
tratados con ciclos cortos de quimioterapia y presentaron una
supervivencia del 100%. En ninguno de nuestros casos se
realiz linfadenectomia retroperitoneal, por no estar indicada
en nifios menores de 10 afios sin evidencia radioldgica de
adenopatias retroperitoneales, a diferencia de los adolescentes
y adultos que la requieren para un correcto estadiaje-2).

A pesar de que el tumor del seno endodérmico o tumor
del saco vitelino es el tumor maligno mds frecuente, solo
tuvimos dos casos (Figs. 3 y 4) en los que dnicamente se
realizé orquiectomia (Fig. 4) y seguimiento por encontrarse
en estadio I, sin recurrir a la quimioterapia. Hay que desta-
car la importancia de la AFP como marcador tumoral, que
estuvo elevada en ambos casos y se normaliz6 durante el
seguimiento. Es el principal tumor donde tiene importancia
como ayuda diagndstica pero, sobre todo, para seguimiento.
Para interpretar sus valores normales, debe tomarse en cuen-
ta que se encuentra normalmente elevada al nacimiento y
disminuye con el paso de los meses. El tratamiento consiste
en la orquiectomia y puede requerir quimioterapia cuando se

Figura 3. Nifio de 16 meses de edad con aumento del tamafio testicular
y consistencia pétrea izquierda por un tumor de seno endodérmico. El
testiculo contralateral era de tamafio normal.

presentan los siguientes hallazgos patoldgicos, como sugieren
recientemente Cornejo y cols. tumor mayor de 4,5 cm, necro-
sis e invasion de la rete testis y/o el epididimo??. También
existen publicaciones que recomiendan quimioterapia en todos
los estadios®, sin embargo en nuestros dos casos de estadio
I, no se administrd y no hubo recurrencias.
Diagnosticamos, en el menor de nuestros pacientes, un
tumor de los cordones sexuales-estromal inclasificable con
drea focal de tumor de la granulosa juvenil, y la cifra de
AFP normal para su edad. Existen en la literatura casos de
tumores testiculares inclasificables, como el publicado por
Valdovinos y cols.?¥ que fue informado después de un largo
estudio citopatolégico como tumor de testiculo mixto de los
cordones sexuales y estromal. Los tumores de los cordones
sexuales y estromales son de buen prondstico® y mds fre-
cuentes en el sexo femenino, como se observa en el registro

Figura 4. Estudios ecograficos y doppler color del testiculo afectado por tumor del seno endodérmico.
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Figura 5. Imagen de biopsia testicular izquierda, realizada por abordaje
inguinal previo clampaje de vasos espermdticos, que confirmé un tumor
del seno endodérmico, realizdndose orquiectomia. Se aprecia vacuoli-
zacion y zonas hemorrdgicas del tejido gonadal, sin aspecto normal y
que respeta la albuginea testicular.

de la Sociedad Francesa de Oncologia Pedidtrica, sobre el
que se basa Fresneau y cols.?®, quienes publican 38 tumores
ovdricos y 11 testiculares, 2 de estos tltimos inclasificables
COMO nuestro caso.

En nuestro medio, las publicaciones existentes describen
casuisticas similares y comparten la idea de diferenciar los
tumores testiculares prepuberales de los postpuberales, des-
tacando su cardcter de benignidad, alta tasa de supervivencia
y mayor porcentaje de tumores de estirpe no germinal@7-29).

El manejo quirdrgico de los tumores testiculares prepu-
berales ha cambiado en las dltimas décadas, la orquiectomia
radical puede considerarse excesiva en tumores testiculares
benignos, por lo que se recomienda cirugia conservadora, con
el objetivo de preservar la funcién hormonal y la fertilidad®©.
Para ello, el aspecto ecogréfico debe ser benigno (quistico),
los marcadores tumorales, sobre todo AFP, negativos y se
debe confirmar benignidad con biopsia intraoperatoria por
congelacion©03h,

La via de abordaje, tanto si se plantea tumorectomia como
orquiectomia, cuando se sospeche malignidad debe ser ingui-
nal, contraindicdndose la via escrotal, que obligaria a ampliar
la reseccion, como ocurrid en uno de nuestros casos de radbo-
miosarcoma testicular. El dogma del pinzamiento precoz del
cordén espermdtico ha sido cuestionado por varios autores,
que refieren que el potencial metastasico se relaciona més con
las caracteristicas moleculares del tumor en lugar de la simple
manipulacién fisica durante la escision©3233),

En conclusidn, los tumores testiculares y paratesticulares
primarios benignos son mds frecuentes en la etapa prepuberal
y en su tratamiento se acepta indicar cirugia conservadora
por via inguinal. Proponemos realizar estudios multicéntricos
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Figura 6. Pieza anatomopatoldgica de orquiectomia por tumor del seno
endodérmico.

para conocer las posibles complicaciones a largo plazo de la
tumorectomia testicular.
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