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Caso clinico

Angiosarcoma metastasico de la cavidad oral: a propésito
de un caso
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INFORMACION DEL ARTICULO RESUMEN

Historia del articulo: El angiosarcoma oral es un tumor endotelial raro que, debido a su presentacién clinica, requiere

Recibido: 9 de abril de 2022 ser comparada con varias lesiones similares como diagnéstico diferencial. Presentamos un
Aceptado: 31 de mayo de 2022 paciente de 66 afios en tratamiento por multiples episodios hemorragicos digestivos, derivada

al Servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial del Hospital de Carabineros de Santiago de Chile debi-
Palabras clave: do ala presencia de lesiones vasculares intraorales. Se diagnostican inicialmente como lesiones

Cavidad oral, angiosarcoma metastdsicas de un tumor estromal gastrointestinal, siendo el diagnéstico histopatolégico final

tumores vasculares de un angiosarcoma agresivo y diseminado. La presentacién clinica de este tipo de lesiones

dificulta el diagnéstico definitivo y, en consecuencia, el manejo de este tipo de pacientes.

Metastatic angiosarcoma of the oral cavity: report of a case

ABSTRACT

Keywords: Oral angiosarcoma is a rare endothelial tumour that requires to be included as a differential
Oral cavity, angiosarcoma, vascular diagnosis of several similar lesions due to its clinical presentation. We present a 66-year-old
tumors. patient undergoing treatment for multiple digestive bleeding episodes, referred to the oral

and maxillofacial surgery service of the Hospital de Carabineros de Santiago de Chile due to
the presence of intraoral vascular lesions initially diagnosed as metastatic lesions of a gastro-
intestinal stromal tumour, with the final histopathological diagnosis being an aggressive and
disseminated angiosarcoma. The clinical presentation of these lesions makes the diagnosis
and, consequently, the management of this type of patient difficult.
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INTRODUCCION

El angiosarcoma (AS) es un tumor endotelial maligno que
corresponde al 2-3 % de todos los sarcomas de tejidos blandos
en adultos. Puede presentarse en cualquier parte del cuerpo,
con mayor predileccién en piel y tejidos blandos superficiales®.
Presenta alta tasa de recurrencia, rapido crecimiento y capa-
cidad de producir metdstasis tempranamente?, reportandose
entre un 30 y un 40 % de sobrevida a los 5 anos®. La frecuencia
de aparicién es mayor en adultos de sexo masculino*. Debido
a su presentacién no especifica, su diagnéstico resulta dificil®.

Los autores reportan, en el presente caso, un angiosarcoma
secundario de la cavidad oral inicialmente diagnosticado como
un tumor de estroma gastrointestinal (GIST, por sus siglas en
inglés) metastasico.

CASO CLiNICO

Paciente de sexo femenino, 66 anos de edad, derivada de la
Unidad de Cuidados Intensivos (UCI) al servicio de Cirugia Maxi-
lofacial (CMF) del Hospital de Carabineros de Chile, por aparicién
de lesiones hemorrégicas intraorales. La paciente fue inicialmen-
te admitida por eventos hemorragicos digestivos con episodios
de disnea, hematemesis y melena. Previamente a la evaluacion
por CMEF, y tras numerosas endoscopias digestivas altas (EDA)
sin hallazgos concluyentes, se trasladé a la paciente a un cen-
tro especializado externo en el cual se realizé una enteroscopia
anterégrada reportandose mas de 20 lesiones polipoideas (Figu-
ra 1), de aspecto angiectdsico de hasta 10 mm en su eje mayor
en yeyuno medio. El analisis histolégico de las muestras reveld
compromiso vascular, siendo el diagnéstico inicial de un tumor
gastrointestinal estromal (GIST) de alto grado de malignidad.

Reingresé la paciente a UCI con anemia severa y hemo-
rragia digestiva alta, tras lo cual se realiz6 una laparotomia

Figura 1. Imagenes de endoscopia digestiva, multiples
lesiones polipoideas en intestino delgado.

exploratoria en la cual se identificaron y resecaron una masa
tumoral de 6 cm en estémago y 1,5 metros de yeyuno. Durante
el procedimiento se identificaron dos lesiones gingivales ora-
les de aspecto hemorragico, sélidas, dolorosas a la palpacién,
con tendencia al sangrado, tanto en maxilar como mandibula,
ambas de 26 mm de didmetro, similares a aquellas encontra-
das en yeyuno (Figuras 2a y 2b). Se realizé la escisién quirtr-
gica de las lesiones orales por parte del equipo CMF (Figura 3A
y 3B), en quiréfano, y el andlisis histopatolégico reveld tejido
necrotico, algunas células neoplasicas, marcada atipia y pleo-
morfismo. La inmunohistoquimica arrojé positividad para
CD117, sugerente de un GIST metastésico.

La semana posterior la paciente evolucioné desfavorable-
mente, con persistencia de hemorragia digestiva, disminucién
de recuento plaquetario y serie roja, y se evalué su traslado
para comenzar tratamiento inmunoterapico. Sin embargo, la
presencia de hemorragia digestiva activa imposibilité su tras-
lado. Se realizé una nueva interconsulta a CMF por aparicién
de nuevas lesiones orales de aspecto similar a las anteriores y
multiples eventos hemorragicos asociados a estas. Se reagen-
dé la remocién quirtrgica de las lesiones orales en quiréfano
en conjunto con nueva laparotomia exploratoria debido a la
pobre evolucién de la paciente. El nuevo andlisis histopatolé-
gico indicé lesiones metastasicas sugerentes de angiosarcoma
agresivo y diseminado. Debido al compromiso sistémico de la
paciente, el comité oncolégico optd por terapia paliativa. La

Figura 2. A: lesién vascular en relacion a tejido gingival
mandibular. B: lesién vascular en relacién a tejido
gingival maxilar.
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Figura 3. A: imagen postescision quirdrgica de masa
tumoral mandibular. B. Imagen postescisién quirargica
de masa tumoral maxilar.

paciente fallecié a las dos semanas de la tltima intervencién
y tras dos meses de estancia intrahospitalaria.

Los autores declaran que el trabajo fue realizado respetan-
do las recomendaciones internacionales sobre investigacién
clinica de la Declaracién de Helsinki de la Asociacién Médica
Mundial, revisada en 2013. Asimismo se obtuvo el consenti-
miento informado de los pacientes.

DISCUSION

El angiosarcoma es uno de los tumores de tejidos blan-
dos menos comunes. En la literatura internacional se han
reportado solo 23 casos en la cavidad oral, de los cuales 14
corresponden a lesiones primarias®. En la cavidad oral se pre-
senta mayoritariamente en mandibula, con afeccién maxilar

en menor frecuencia. Tienden a localizarse en encia y se pre-
sentan como nédulos dolorosos con sangrado espontaneo, de
forma redondeada u ovoides, con coloracién roja o azulada.
Algunos de ellos pueden presentar Ulceras en el epitelio oral.
Otras localizaciones en las que se puede presentar son la glan-
dula parétida, los labios, la lengua, el piso de boca, la mucosa
yugal y el paladar®.

Existen variadas lesiones para considerar en el diagnéstico
diferencial clinico. Dentro de estas, se incluyen los hemangio-
mas, el granuloma piégeno, el sarcoma de kaposi, el melanoma
y la enfermedad metastasica. El diagndstico definitivo es un
desafio debido a la rareza del tumor y su presentacién clinica,
ademas de presentar semejanza histopatolégica a otras pato-
logias malignas. Por esta razén se requiere el uso de pruebas
inmunohistoquimicas para discriminar el angiosarcoma de
otras neoplasias con morfologia similar?.

Los GIST son las lesiones subepiteliales malignas mas
comunes del tracto gastrointestinal’. Es posible encontrar
estas lesiones a lo largo de todo el tracto gastrointestinal. Los
mas comunes son el estémago, el intestino delgado, el colon
y el recto, no encontrandose evidencia en la literatura de una
presentacion intraoral’. El diagnéstico de este tipo de tumo-
res suele ser un hallazgo clinico a través de una endoscopia
comun. Sin embargo, es necesario un analisis detallado de su
ultraestructura e inmunohistoquimica para realizar un diag-
néstico certero. La positividad del analisis inmunohistoquimi-
co para CD34 es comun también en el diagndstico del angio-
sarcoma®. En el analisis histopatolégico del GIST es comuin
encontrar células fusiformes (70 %), células epiteliales (20 %) y
tipo mixto (10 %). La mayoria de los angiosarcomas encontra-
dos en la cavidad oral presentan también células fusiformes
en su analisis histolégico®.

La reseccién quirirgica es el enfoque principal para el tra-
tamiento de los GIST, ya que la recidiva se produce casi en el
50 % de los pacientes. Los inhibidores de la tirosina kinasa
proporcionan un tratamiento sostenido de la enfermedad en
pacientes con metdastasis. La mejor estrategia de tratamiento
para los GIST es el diagnéstico y la resecciéon temprana’. El
tratamiento del angiosarcoma, aunque incluye la reseccién
quirudrgica, se complementa con el uso de radioterapia y qui-
mioterapia debido a su probabilidad de metdstasis a pulmoén,
higado y tejido éseo®.

A pesar de lo reflejado en la literatura, en la actualidad se
reportan cada vez mds casos orientados al tratamiento con
cirugia, seguido de quimioterapia neoadyuvante para el tra-
tamiento de distintos angiosarcomas. Entre los que destacan
los tratamientos con anlotinib y pazopanib’. Si bien esta es la
linea mas desarrollada en la actualidad, atiin no existe eviden-
cia suficiente para determinar el beneficio de la quimioterapia
neoadyuvante en el tratamiento de angiosarcomas orales pri-
marios o secundarios®.

Dada la dificultad diagndstica asociada a este tipo de patolo-
gias de baja prevalencia, es fundamental la inspeccién exhausti-
va de todos los sistemas que pudiesen verse afectados. Desde el
punto de vista histopatolégico, 1a lesién biopsiada indicé positivi-
dad para CD117, marcador que se expresa comunmente en GIST,
lo cual orient6 en conjunto con la sintomatologia presentada por
la paciente, al diagnéstico inicial de la patologia. Sin embargo, se
ha reportado la expresion de CD117 en angiosarcomas, pudiendo
presentarse hasta en el 50 % de los casos®. En el tracto gastroin-
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testinal ambas patologias se pueden presentar como lesiones con
caracteristicas anatémicas similares. Sin embargo, el reporte de
metastasis a nivel oral es escaso® para el angiosarcoma y nulo’
para el GIST, el cual presenta metdastasis mas cominmente en el
peritoneo, omento, mesenterio e higado®.

En conclusién, se presenta un caso de un angiosarcoma con
metdstasis oral de dificil diagnéstico debido a su presentacién
clinica inicial gastrointestinal. Los diagndsticos diferenciales
orales son variados, y el escenario hospitalario dificulta atin
maés el manejo terapéutico y, consecuentemente, el prondstico
de este tipo de pacientes.
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