Tumor de Células de Leydig num Doente com
Criptorquidia Contralateral: Uma Associacao Rara
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Leydig Cell Tumor in a Patient with Contralateral
Cryptorchidism: A Rare Association
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RESUMO

A ginecomastia é um sinal frequente que pode ser fisioldgica ou causada por varias doengas benignas ou malignas. Em casos raros
pode ser originada por tumores testiculares. N6s descrevemos um caso de ginecomastia de inicio rapidamente progressivo aos 20
anos por um tumor de células de Leydig do testiculo direito em doente com histéria pregressa de criptorquidia esquerda. O doente foi
submetido a orquidectomia e colocacéo de protese testicular assistindo-se a melhoria da ginecomastia e normalizagao dos valores de
estrogénio. O nosso caso, além de demonstrar que a ginecomastia pode regredir se a causa subjacente for tratada atempadamente,
mostra que a criptorquidia podera estar associada ao aparecimento de tumores de células de Leydig a semelhanga do que acontece
com outros tumores testiculares.
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ABSTRACT
Gynecomastia is a frequent sign that may be physiological or caused by various benign or malignant diseases. In rare cases, it may
be caused by testicular tumors. We describe a case of progressive gynecomastia at age of 20 due to a Leydig cell tumor of the right
testicle in a patient with a previous history of left-sided cryptorchidism. The patient underwent orchidectomy and testicular prosthesis
placement, with subsequent improvement of gynecomastia and normalization of estrogen. Our case, in addition to demonstrating that
gynecomastia may regress if the underlying cause is treated in a timely manner, shows that cryptorchidism may be related with the

development of Leydig cell tumors in the same way as it is in other testicular tumors.
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INTRODUGAO

A ginecomastia é definida como a proliferagdo do epi-
télio ductal da glandula mamaria e pode ser causada por
varias doengas benignas ou malignas.' Resulta de uma al-
teracdo da relacéo entre estrogénio e androgénios ao nivel
do tecido mamario com predominio da ac&o estrogénica
sobre o mesmo, pelo que, qualquer causa que conduz a
diminuicdo da acao dos androgénios ou aumento da agao
estrogénica é passivel de poder cursar com ginecomastia.?

Os tumores primarios do testiculo sdo uma causa rara
de ginecomastia, apresentando uma incidéncia de 3 - 10/
100 000 homens por ano nas sociedades ocidentais, dos
quais apenas 3% sao tumores de células de Leydig (TCL).
Até a data foram publicados cerca de 250 casos de tumo-
res de células de Leydig.®

Os TCL pertencem ao subgrupo dos tumores estromais
sexuais testiculares e, devido a sua baixa prevaléncia, a
sua etiologia ndo é totalmente compreendida. Ao contrario
de outros tumores testiculares, a criptorquidia ndo constitui
um fator de risco para o desenvolvimento de TCL.*

Os TCL podem ser hormonalmente nido-secretores ou
secretar uma variedade de hormonas, incluindo testostero-
na e estrogénio. No entanto, a presenca de sintomatologia
ocorre em apenas 20% a 40% dos casos.*

Os doentes podem apresentar uma massa testicular
palpavel e, no caso das criangas, podem desenvolver pu-
berdade precoce, ginecomastia assimétrica uni ou bilateral.

Nos adultos, além da ginecomastia, pode ocorrer disfungéo
sexual erétil, diminuigdo da libido ou infertilidade.?

CASO CLINICO

Doente do sexo masculino, 20 anos, recorreu a consul-
ta por ginecomastia bilateral com quatro meses de evolu-
¢ao, indolor, sem outros sintomas associados.

Como antecedentes pessoais apresentava histéria de
orquidopexia esquerda e herniorrafia inguinal direita na in-
fancia, por criptorquidia esquerda e hérnia inguinal direita,
respetivamente.

Referia inicio da puberdade no mesmo tempo que os
pares e negava ingesta de suplementos alimentares, far-
macos ou alteragdes do padrao alimentar.

Apresentava antecedentes familiares de dois casos de
cancro da mama em duas tias maternas aos 55 e 57 anos,
sem outros antecedentes relevantes.

Ao exame objetivo salientava-se: peso 69 kg, altura
1,73 cm, indice de massa corporal (IMC) 23,07 kg/m?, pres-
sao arterial (PA) 120/51 mmHg, frequéncia cardiaca (FC)
58 bpm, bidtipo longilineo sem distribuicdo gindide da gor-
dura corporal, aparéncia virilizada (voz masculina, barba
e distribuicdo pilosa adequada), ambos os testiculos nas
bolsas escrotais com cerca de 25 mL (estadio 5 de Tanner)
com consisténcia mantida e sem massas palpaveis e gine-
comastia bilateral (Fig. 1).
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A
Figura 1 — Ginecomastia a data da observacéo (quatr.oAmeses apos
inicio da ginecomastia)

Analiticamente destacavam-se os seguintes parame-
tros e respetivos valores normais de referéncia do labora-
tério [entre parénteses]: FSH < 1,0 U/L [1,5 - 12,4 U/L], LH
5,96 U/L [1,7 - 8,6 U/L)], testosterona total 88 ng/dL [249
- 836], HCG < 0,6 U/L, alfa-fetoproteina < 10 ng/mL, es-
tradiol 61,9 pg/mL [27,0 - 52,2 pg/mL], DHEA-SO, 275 g/
dL [211 - 492 ug/dL], progesterona 0,45 ng/mL [< 0,15 ng/
dL], delta-4-androstenediona 2,1 ng/mL [0,6 - 3,1 ng/mL],
17-OH-progesterona 2,2 ng/mL [0,60 - 3,44 ng/mL], prolac-
tina 10,1 pg/L, [4,0 - 15,2] e TSH 2,9 pUI/mL [0,27 - 4,20].

A ecografia mamaria confirmou a presencga de gineco-
mastia dendritica bilateral moderada (BI-RADS: 2 bilateral-
mente). Foi solicitada ecografia escrotal que revelou um
nddulo solido parenquimatoso com 16 mm no interior do
testiculo direito, hipoecogénico, com aumento da vasculari-
zagao no estudo Doppler.

O doente foi referenciado a consulta de Urologia e,
apos exclusao de lesdes secundarias por tomografia com-
putorizada (TC) toraco-abdomino-pélvica, foi realizada or-
quidectomia direita com colocagéo de prétese testicular. O
resultado histolégico foi compativel com tumor de células
de Leydig de 14 x 13 mm, totalmente excisado.

O doente foi reavaliado quatro meses apos cirurgia, ten-
do-se documentado regressao da ginecomastia, aumento
da pilosidade axilar e toracica (Fig. 2) e melhoria dos para-
metros laboratoriais: FSH 11,6 U/L, LH 13,1 U/L, estradiol
38,7 pg/mL, testosterona total 699 ng/dL.

DISCUSSAO

O presente caso ilustra uma etiologia rara de gineco-
mastia. Neste caso, o aparecimento de ginecomastia apos
o desenvolvimento pubertario completo e o seu inicio subi-
to fez suspeitar de uma causa patoldgica de ginecomastia.?

A elevacdo dos estrogénios com LH normal e testos-
terona diminuida sugeriram o diagndstico de uma massa
testicular que posteriormente se confirmou por ecografia
escrotal.

A criptorquidia esta associada a um risco aumentado
de neoplasias testiculares com risco de transformagcéo ma-

Figura 2 — Resolugéo da ginecomastia quatro meses apds orqui-
dectomia

ligna 20 - 30 vezes superior face a populacdo em geral.
Em cerca de 20% dos casos relatados, os tumores desen-
volvem-se no testiculo contralateral como sucedeu neste
caso.%®

Existindo a possibilidade de se tratar de um tumor de
células germinativas, no qual pode ocorrer disseminagao
tumoral associada a bidpsia da massa, optou-se por orqui-
dectomia unilateral direita ao invés da bidpsia testicular.”

Contudo, é interessante verificar que a associagdo com
criptorquidia esta descrita para tumores de células germi-
nativas e ndo para TCL. Todavia, existe pelo menos um
outro relato de caso semelhante.®

No nosso caso a elevagao dos valores de estrogénios
esta relacionada com o aumento da atividade intrinseca da
aromatase nas células tumorais dos TCL. Os estrogénios
inibem, subsequentemente, o eixo hipotalamo-hipodfise e a
atividade da 17 - 20 liase responsaveis, respetivamente,
pela diminuicdo da FSH e aumento da progesterona verifi-
cados.®

Apesar dos TCL apresentarem um comportamento be-
nigno na maioria dos casos descritos, € fulcral o diagnos-
tico atempado, uma vez que a ginecomastia pode reverter
se a causa subjacente for tratada na fase inicial, como ilus-
tra este caso. E importante salientar que, quando a gineco-
mastia persiste por mais de seis meses pode associar-se
a fibrose, com diminui¢cdo das taxas de sucesso terapéuti-
co."
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