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Adenossarcoma em polipo endocervical
Adenosarcoma in endocervical polyp
Adenosarcoma en pélipo endocervical
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RESUMO

Objetivo: Relatar o caso de uma paciente de 50 anos de idade com sangramento uterino anormal nos Ultimos
5 anos devido a pélipo cervical. Detalhamento de caso: Em consulta em um hospital puablico de referéncia
na cidade de S&o Paulo, o podlipo foi visualizado com caracteristica macroscépica benigna e base larga
préximo ao canal endocervical. Ao visualizar pélipo foi realizada a primeira bidpsia de fragmento do pélipo e
diagnosticada como lesdo epitelial benigna, sem indicios de malignidade. Apds excisdo completa do pdlipo,
diagnosticado Adenossarcoma Mulleriano sem componente de crescimento sarcomatoso. Paciente foi entdo
encaminhada para tratamento cirirgico definitivo de histerectomia e salpingooforectomia por via minimamente
invasiva. Consideracdes finais: A partir desse estudo e da revisdo de literatura realizada, conclui-se que ndo
ha consenso sobre a terapia ideal para o Adenossarcoma Mulleriano do colo do Gtero. Dados publicados
recomendam histerectomia, geralmente associada a salpingo-ooforectomia bilateral. Devido a raridade desta
patologia, afirma-se que o acumulo de casos descritos na literatura pode ser capaz de fornecer conhecimento
sobre sua terapia ideal e prognostico.

Palavras-chave: Caracteristicas clinico-patolégicas, Adenossarcoma Mulleriano, Colo uterino.

ABSTRACT

Objective: To report the case of a 50-year-old patient with abnormal uterine bleeding for the past 5 years due
to a cervical polyp. Case details: During consultation at a public referral hospital in the city of Sdo Paulo, the
polyp was visualized with macroscopic benign characteristics and a wide base near the endocervical canal.
The first biopsy of the polyp was incorrectly diagnosed as a benign epithelial lesion without signs of malignancy.
After complete excision of the polyp, Mullerian Adenosarcoma without sarcomatous growth component was
diagnosed. The patient was then referred for definitive surgical treatment of hysterectomy and salpingo-
oophorectomy via minimally invasive approach. Final considerations: Based on this study and literature
review, there is no consensus on the optimal therapy for Mullerian Adenosarcoma of the cervix. Published
data recommend hysterectomy, usually with bilateral salpingo-oophorectomy. Due to the rarity of this
pathology, it is believed that the accumulation of cases described in the literature may provide knowledge
about its ideal therapy and prognosis.
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RESUMEN

Objetivo: Relatar el caso de una paciente de 50 afios con sangrado uterino anormal en los Ultimos 5 afos
por pélipo cervical. Detalles del caso: En consulta en un hospital pablico de referencia en la ciudad de Séo
Paulo, el pdlipo fue visualizado con caracteristica macroscopica benigna y base ancha cerca del canal
endocervical. Al visualizar el pélipo, se realizo la primera biopsia del fragmento de pdlipo y se diagnostico
como una lesion epitelial benigna, sin evidencia de malignidad. Después de la escision completa del pélipo,
se diagnostic6 adenosarcoma mulleriano sin componente de crecimiento sarcomatoso. El paciente fue
remitido para tratamiento quirdrgico definitivo de histerectomia y salpingooforectomia minimamente invasiva.
Consideraciones finales: A partir de este estudio y de la revision de la literatura, se concluye que no existe
consenso sobre la terapia ideal para el adenosarcoma mulleriano del cuello uterino. Los datos publicados
recomiendan la histerectomia, generalmente asociada con salpingooforectomia bilateral. Debido a la rareza
de esta patologia, se afirma que la acumulacién de casos descritos en la literatura puede ser capaz de
proporcionar conocimiento sobre su terapia y pronéstico ideal.

Palabras clave: Caracteristicas clinico-patoldgicas, Adenosarcoma mulleriano, Cuello uterino.

INTRODUCAO

O Adenossarcoma Mulleriano corresponde a 5,5-7% dos sarcomas uterinos (ABELER VM, et al. 2009;
MAJOR FJ, et al., 1993). Em geral, 71% dos casos de adenossarcoma ocorrem no corpo uterino, 15% nos
ovérios, 12% dentro da pelve e apenas 2% ocorrem no colo do Utero (AREND R, et al., 2010). E um tumor
incomum caracterizado por glandulas epiteliais benignas e elementos estromais malignos, cujo potencial
maligno é baixo (DUGGAL R, et al., 2010; JONES MW e LEFKOWITZ M, 1995). Quando o acometimento é
apenas cervical, ele ocorre tanto em mulheres pré-menopausa como em mulheres jovens (KAKU T, et al.,
1992; TECO-CORTES JA, et al., 2018).

A idade média de apresentacdo é 39 anos, mas a faixa etaria € ampla (CHIN P, et al., 2013). A
apresentacéo clinica é variadvel, sendo os sintomas mais recorrentes: sangramento uterino anormal, a
sinusiorragia e sangramento intermenstrual (CHIN P, et al., 2013; DUGGAL R, et al., 2010).

Ao exame fisico, ele pode se apresentar como uma lesé&o polipéide ou papilar. Quando se realiza a bidpsia
de apenas um fragmento, fatores como celularidade aumentada, atipia e atividade mitotica podem ser
facilmente ignoradas, corroborando com a principal hipétese inicial que é o poélipo cervical benigno
(GADDUCCI A, et al., 1996; PENAS-PRADO M, et al., 2015).

Ao diagnosticar o Adenossarcoma Mulleriano cervical (AMC), o tratamento recomendado ainda ndo esta
definido. A maioria dos autores recomendam a histerectomia geralmente acompanhada da salpingo-
ooforectomia bilateral (SOB) (CHIN P, et al., 2013; KURMAN RJ, et al., 2014). Embora esta Ultima seja
recomendada, a literatura ndo tem evidéncia suficiente para apoiar ou desencorajar a conservagao ovariana
nas pacientes jovens e na menacme.

Por se tratar de uma patologia rara, o presente estudo descritivo, que incluiu uma revisdo de literatura,
teve como objetivo descrever sobre as manifestacdes clinicas de AM, diagnéstico e manejo terapéutico
realizado ap6és avaliacéo epidemioldgica, clinica e prognostica da paciente na perimenopausa.

DETALHAMENTO DO CASO

Trata-se de um Relato de Caso raro na literatura, onde foi revisado o registro clinico e de espécime
patoldgica obtida de uma paciente com AM em pdélipo cervical diagnosticada em um Hospital publico
localizado em um dos maiores municipios periféricos da Cidade de Sao Paulo no ano de 2023 e encaminhada
para servigo de referéncia em oncologia para definicdo do melhor tratamento. O comité de ética da secretaria
municipal de saude aprovou este estudo, e o consentimento informado foi obtido da paciente em questao.
Segue o0 CAAE: 68811123.2.0000.0086 e o nimero do parecer 6.070.805.
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Este estudo incluiu uma paciente com sangramento uterino anormal e sangramento pds-coito com leséo
polipoide de 3 cm no colo do Utero, cujo diagndstico anatomopatoldgico concluiu AM em polipo cervical. Esse
tumor é caracterizado como uma neoplasia uterina bifasica com componente epitelial benigno e componente
mesenquimal maligno de baixo grau.

ADB, 50 anos, proveniente de Séo Paulo, deu entrada no ambulatério de Cirurgia Ginecolégica do Hospital
apos ser referenciada via Unidade Basica de Saude. Em primeiro atendimento, a mesma traz como queixa
principal o sangramento uterino anormal, apresentando histérico de ciclos menstruais irregulares ha 05 anos,
com piora importante no Gltimo ano. Nesse periodo, apresentou episédio de sangramento uterino mais intenso
gue o habitual e necessidade de transfusdo sanguinea. Além disso, referia dispareunia de profundidade com
prejuizo importante na sua qualidade de vida.

Ao exame fisico ginecolégico, durante exame especular, foi evidenciado a presenca de lesdo polipoide
com 4 cm proveniente do canal endocervical. A lesdo visualizada tinha caracteristica macroscépica de
benignidade, estrutura regular, base visivel e larga se exteriorizando pelo orificio do colo.

Devido ao risco hemorrégico grave de realizar o procedimento ambulatorialmente, optou-se por retirar um
pequeno fragmento do pélipo e encaminhar para analise anatomopatolégica e tentativa de tratamento
medicamentoso da queixa de sangramento anormal por ora. Para consulta de retorno, foi programada a
realizacdo de ultrassonografia pélvica e exames laboratoriais para controle das patologias prévias e
programacao cirurgica de polipectomia total por histeroscopia cirargica.

De antecedentes relevantes, trata-se de uma paciente com hipertensdo arterial crénica em uso de
losartana, diabetes mellitus tipo 2 em uso de metformina e glicazida. A mesma era tabagista, com carga
tabagica baixa, e sedentaria no momento. De antecedentes ginecolégicos e obstétricos, relata menarca aos
12 anos, ciclos menstruais irregulares, método contraceptivo laqueadura tubéaria hd 15 anos, duas gestacdes
anteriores, sendo um parto vaginal e um parto cesarea, ambos sem intercorréncias.

Em sua primeira consulta, trouxe resultado do ultimo exame citoldgico prévio com resultado de células
escamosas atipicas que ndo permitem excluir uma lesédo de alto grau com indicacao de colposcopia. Ainda
ndo havia realizado exame de imagem para queixa e seus outros exames de rastreamento como o exame de
mamografia, estavam dentro da normalidade.

Em segundo atendimento, retorno apoés resultado de ultrassonografia transvaginal, cujo laudo referia
formacdo nodular hipoecogénica que se projeta para fora do colo uterino, com vascularizagdo central ao
doppler colorido, medindo 2,8 x 2,5 x 2,1 cm, podendo ser relacionada com pdlipo cervical. Dos seus exames
laboratoriais, apresentou hemograma de 11,9; hematdcrito 35,8; contagem de leucécitos de 7.980, sem desvio
para formas jovens; contagem de plaquetas de 326.000; INR 1.06; fun¢@o renal com ureia de 27; creatinina
de 0,7 e hemoglobina glicada de 5,6. Checado nesta consulta de retorno o anatomopatoldgico do fragmento
do polipo evidenciando “Estrutura polipoide com aumento da relacdo estroma-glandulas. Glandulas sem
atipias por vezes dilatadas, estroma fibroso e vasos de paredes espessadas, sem indicios de malignidade”.

Como queixa constante, a mesma referiu que seu sangramento estava aumentando nos Ultimos dias. Um
novo exame fisico minucioso foi realizado e com ajuda de colposcapio, foi possivel identificar a base do pélipo
de forma precisa. Devido a fila de espera cirGrgica importante e queixa de sangramento com alteracdo da
qualidade de vida mantida, foi realizado torcao da base e consequente exérese de poélipo, macroscopicamente
completa, e encaminhado para anatomopatoldgico. Apos o procedimento, foi identificado auséncia de
sangramento com hemostasia adequada e os demais achados colposcépicos foram definidos como normais.

A peca retirada ambulatorialmente foi encaminhada para o departamento de patologia do Hospital Israelita
Albert Einstein (S&o Paulo-SP). Ap6s 10 dias, o resultado evidenciou AM em colo uterino em estrutura
polipéide pediculada, medindo 3,1 cm nos maiores eixos com caracteristica histolégica de componente
epitelial benigno de tipo colunar endocervical sem atipias, com focos de metaplasia escamosa e areas de
erosdo. Componente mesenquimal maligno de tipo sarcoma do estroma endometrial de baixo grau (Figura 1
e Figura 2).
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Figura 1 - Arquitetura de padrdo folihceo demonstrando neoplasia com

Legenda: Seta vermelha — Eixos papilares. Estrela laranja — Estroma.
Fonte: Nazareth DC, et al., 2023.

Figura 2 - Componente epitelial benigno e componente mesenquimal de tipo
sarcoma do estroma endometrial de baixo grau com evidente

hipercelularidade subepitelial (Aumento de 200x).

Legenda: Seta vermelha — Componente epitelial.
Fonte: Nazareth DC, et al., 2023.

Seus padrdes arquiteturais foram: folidceo e glandular, com evidente hipercelularidade subepitelial (Figura
3). A atividade mitética foi de trés mitoses em 10 campos de grande aumento (CGA). Detectados elementos
de cordao sexual-simile. A invasédo linfovascular ndo foi detectada e a margem do pediculo de resseccao
cirtrgica foi coincidente com a neoplasia. Por fim, um fator progndstico relevante, o supercrescimento

sarcomatoso, nao foi identificado.
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Figura 3 - Elementos cordao sexual-simile (Aumento de 200x).

Legenda: Estrela laranja - Elementos do cordédo sexual-simile.
Fonte: Nazareth DC, et al., 2023.

A imuno-histoquimica revelou receptor de estrogeno positivo (90%); receptor de progesterona também
positivo (90%) e Ki-67 positivo, mas com baixo indice proliferativo. Apés esse resultado, foi realizado
orientacdes quanto ao diagnostico, dado acolhimento e encaminhado para servi¢o de referéncia em oncologia
no ambito do sistema Unico de salde (SUS).

Ao ser acolhida em Hospital de referéncia, novos exames foram realizados, dentre eles a ressonancia
magnética de pelve. Tal método de imagem né&o evidenciou alteracdes de sinal ou &reas com restricao a
difusdo sugestiva de acometimento neoplasico detectaveis ao método. O Utero em medioverséao e retroflexdo,
de morfologia normal e contornos regulares. Mediu 5,9 x 4,2 x 4,7 cm, com volume em 60 cc. Cicatriz de
histerotomia na regido istmica anterior.

O miométrio apresentava sinal difusamente reduzido, sem nédulos identificaveis. Endométrio mal definido
e filiforme, com espessura de 0,2 cm. Ovérios, direito e esquerdo, sem alteracdes e auséncia de liquido livre
na cavidade. A invaséo angiolinfatica ndo foi detectada, auséncia de linfonodomegalias, comprometimento da
parede pélvica, ligamentos uterossacro e vagina.

Exames de tomografia computadorizada de térax e abdome também foram realizados, sem evidéncia de
doenca. Apés liberacé@o de profissional anestesiologista para cirurgia, foi definido por equipe e agendado o
procedimento de histerectomia total e SOB por via minimamente invasiva como tratamento da patologia. A
cirurgia ocorreu em menos de dois meses a partir do diagndstico e o procedimento foi sem intercorréncias.

Em consulta de retorno, paciente com queixa compativel de pés-operatorio, ndo manifestando sinais de
complicacBes cirargicas. O resultado do anatomopatoldgico da peca cirargica complexa ndo evidenciou
doenca residual em nenhum dos espécimes analisados, colo uterino, corpo uterino, anexos, direito e
esquerdo, e apéndice cecal, corroborando com a hip6tese diagndstica inicial de doenca restrita ao polipo
cervical.

DISCUSSAO

O Adenossarcoma Mulleriano no colo do Gtero € um tumor composto por um estroma maligno e um epitélio
glandulas benigno que ocasionalmente surge no endocérvice (DUGGAL R, et al.,, 2010; KERNER H e
LICHTIG C, 1993).
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Este tumor geralmente acomete a cavidade intrauterina em mulheres na p6s menopausa, porém o
adenossarcoma cervical tende a aparecer em mulheres durante a menacme (BUYUKKURT S, et al., 2010;
CHIN P, et al., 2013). Até o0 momento, a literatura carece de estudos multicéntricos em grande escala para
determinar uma melhor abordagem diagnéstica e terapéutica primaria devido a sua raridade e manifestagao
clinica similar a de outras patologias benignas, como os po6lipos cervicais adenomatosos e miomas uterinos.

Em nosso estudo, a doenca se manifestou como estrutura polipoide pediculada, medindo entre 3-4 cm no
maior eixo, cujas caracteristicas histolégicas continham um componente epitelial benigno de tipo colunar
endocervical sem atipias, com focos de metaplasia escamosa e areas de erosao e componente mesenquimal
maligno de tipo sarcoma endometrial de baixo grau. A pesquisa de palavras-chave "Adenossarcoma
Mulleriano" e "colo do Gtero", na base dados Medline de artigos sobre ACM, publicados em inglés entre 2010
e 2020 encontrou apenas 09 estudos publicados nesse intervalo de 10 anos.

Desses estudos, um trabalho observacional retrospectivo sobre diagnéstico e manejo do AM do colo do
Utero relatou uma série de nove mulheres acometidas em um Hospital em Cingapura no periodo de 1992 a
2008. Dessas mulheres, 88,9% estavam pré-menopdusicas, sendo o sintoma mais frequente o sangramento
vaginal anormal (CHIN P, et al., 2013; LI JY, et al., 2022), corroborando com a manifestac¢éo clinica da nossa
paciente em questdo. A mesma vinha apresentando quadro de sangramento uterino anormal.

O diagndstico diferencial de AMCs inclui outras les6es papilares benignas e malignas do colo do Utero.
Lesdes benignas incluem adenofibroma e adenomioma atipico do colo do Utero. A lesdo maligna mais
importante para diferenciar é o adenossarcoma surgindo no endométrio com envolvimento secundario do colo
do atero (MANOHARAN M, 2007). Devido a auséncia de componentes estromais malignos no material de
biépsia inicial, o diagnostico dado era de pélipo endocervical sem indicios morfoldgicos de malignidade
(SILVER SA, et al., 2001).

Dos nove estudos analisados, seis deles tinham como destaque a descricdo dos fatores de mau
prognéstico para o AM. Dos fatores conhecidos, temos a invasdo estromal profunda, crescimento
sarcomatoso, alto indice mitético, elementos heterélogos, necrose e disseminacdo extrauterina (JONES MW
e LEFKOWITZ, 1995; KAKU T, et al., 1992).

Seis estudos apresentaram casos clinicos que deram destaques para os elementos heterélogos, a invasao
estromal profunda e o supercrescimento sarcomatoso como 0s responsaveis pelo pior prognéstico. Duggal,
R, et al. (2010), relatou na literatura o caso de AM com crescimento sarcomatoso e elementos heterélogos
em uma adolescente de 15 anos, apresentando sangramento menstrual e massa palpavel ao toque vaginal.

Em vista das caracteristicas clinicas e histopatolégicas sugestivas de um sarcoma, possivelmente de
origem cervical, foi optado como tratamento a realiza¢c@o de histerectomia abdominal total com SOB e
omentectomia devido ao elevado potencial de malignidade (DUGGAL R, et al, 2010; SHERER DM, et al.,
2007).

Componentes heterdlogos, especialmente cartilagem e musculo estriado, sdo ocasionalmente vistos em
casos envolvendo mulheres mais jovens (JONES MW e LEFKOWITZ, 1995). Embora o estudo supracitado
acima tenha destacado o acometimento em mulher jovem, Togami S, et al. (2018), descreveram o caso de
seis pacientes tratadas cirurgicamente para AMC, cuja idade média de acometimento foi de 50 anos (intervalo
17-74 anos).

O tratamento dessa patologia € um desafio para 0 médico ginecologista oncolégico. Apesar da
histerectomia ser o tratamento primario para o adenossarcoma, algumas mulheres se apresentam em idade
reprodutiva e possuem o desejo de preservar a fertilidade (ROOS A, et al., 2018).

O estudo que descreveu um caso de AMC em uma paciente de 14 anos defendeu que se o tumor cervical
se apresentar com um pediculo fino e sem qualquer componente maligno nas suas margens, uma simples
excisdo seria suficiente para o tratamento, viabilizando a manutencdo de sua capacidade reprodutiva,
devendo-se manter a monitorizacdo da base cervical devido ao alto potencial de recorréncia da lesédo
(BUYUKKURT S, et al., 2010).
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A terapia ideal para adenossarcomas ainda ndo esta bem definida. Essa incerteza ocorre principalmente
porgue o tumor pode aparecer em fases mais iniciais da vida reprodutiva, como no caso acima. A maior parte
da literatura recomenda histerectomia, geralmente acompanhada de SOB. Embora esta Ultima seja
recomendada, ndo ha evidéncias suficientes para apoiar ou desencorajar a conservacao ovariana (CHIN P,
et al., 2013; MANOHARAN M, et al., 2007).

A excisédo local poderia ser considerada em alguns casos como pacientes jovens com tumores cervicais
pediculados e hastes ndo envolvidas. Entretanto, ndo ha um consenso sobre essa seguranca, tornando-se
fundamental excluir doenca residual (MANOHARAN M, et al., 2007; MOINIPANAH R, et al., 2018).

Em contrapartida, quando temos um AM com supercrescimento sarcomatoso (MASO), a qual é uma
variante rara, mais agressiva e com recorréncia pos-operatéria, o planejamento cirlrgico e tratamento
complementar, radio e quimioterapia deve ser o mais seguro possivel.

Em um relato de caso de uma mulher de 72 anos realizado por Li JY et al. (2022), optou-se por realizar
histerectomia total abdominal, SOB, dissec¢ao de linfonodos pélvicos, bidépsia do omento e apendicectomia.
Apéds esse tratamento cirargico, também foi realizada radioterapia e quimioterapia adjuvantes. Esta paciente,
apos 3 meses, estava livre de tumor (DUGGAL R, et al., 2010).

Embora nossa paciente em questdo ndo ter apresentado supercrescimento sarcomatoso, invasao
miometrial e presenca de componentes heterdlogos foi definido como melhor terapéutica a abordagem
cirrgica para histerectomia total e salpingo-ooforectomia por via minimamente invasiva devido a idade da
paciente, 50 anos, prole constituida, fase perimenopausa e a impossibilidade de descartar doenca residual
microscoépica.

O procedimento ocorreu em um Hospital publico referéncia em oncologia na cidade de Sao Paulo e foi
sem intercorréncias. Na consulta de retorno, paciente relatou queixas compativeis com pds-operatorio, sem
evidéncias de complicac¢des cirurgicas precoces. O anatomopatoldgico da peca cirdrgica confirmou auséncia
de doenca residual.

Em suma, o AMC é uma neoplasia rara e representa uma pequena porcentagem dos sarcomas uterinos.
Sua manifestacdo clinica é semelhante a outras patologias benignas do colo do utero, o que dificulta o
diagnostico precoce. A literatura é escassa em estudos multicéntricos de grande escala sobre o AMC, o que
contribui para a falta de consenso sobre a melhor abordagem diagndstica e terapéutica, devido seu
comportamento clinico imprevisivel e falta de experiéncia clinica (CHIN P, et al., 2013).

Os fatores de mau progndstico para o AM incluem invasdo estromal profunda, crescimento sarcomatoso,
alto indice mitotico, elementos heterélogos, necrose e disseminacéo extrauterina. Em casos com elementos
heter6logos, invasdo estromal profunda e supercrescimento sarcomatoso, o progndstico tende a ser pior. O
tratamento primério geralmente consiste em histerectomia, mas em casos de mulheres jovens com desejos
reprodutivos preservados, a excisdo local pode ser considerada se o tumor cervical tiver um pediculo fino e
sem margens malignas.

N&o ha um consenso claro sobre a terapia ideal para o AMC, especialmente devido a sua ocorréncia em
mulheres em idade reprodutiva. A histerectomia é frequentemente recomendada, acompanhada ou néo de
SOB. A conservagdo ovariana ndo possui evidéncias suficientes para ser apoiada ou desencorajada. Em
casos de supercrescimento sarcomatoso, a abordagem cirdrgica seguida de radioterapia e quimioterapia
adjuvantes pode ser necessaria.

No caso especifico da paciente em questdo, devido a idade, fase perimenopausal, prole constituida e
impossibilidade de descartar doenca residual microscopica, foi realizada a abordagem cirlrgica com
histerectomia total e salpingo-ooforectomia minimamente invasivas. A falta de consenso sobre o tratamento
decorre do comportamento clinico imprevisivel do AMC e da falta de experiéncia clinica nessa area. E
importante destacar que o acompanhamento clinico continuo e o monitoramento cuidadoso sdo essenciais
para garantir a deteccdo precoce de recorréncias e oferecer o tratamento adequado, considerando as
caracteristicas individuais de cada paciente.
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