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RESUMEN

Introduccion: El testiculo supernumerario es una anomalia congénita urolégica
poco frecuente, que es definido como la presencia de mas de dos testiculos, ya sea
de localizacién intra o extraescrotal. Los testiculos supernumerarios son una rara
anomalia a considerar durante el estudio de masas escrotales. La ecografia doppler
y la resonancia magnética proveen elementos Utiles para diagnosticar la presencia
de esta entidad. Objetivo: Conocer la incidencia de testiculos supernumerarios,
anomalia infrecuente del sistema genital. Se realiz6 de forma retrospectiva la
revision de los casos operados por el servicio de Urologia, segun el registro de
documentacion clinica de nuestro centro entre los afios 1970 y 2010, con un
promedio anual de 250 casos intervenidos por afio, siendo un solo paciente
portador de esta anomalia. Se realiz6 una revisidon de la literatura, encontrando
solamente tres casos en Cuba y menos de 100 pacientes en el mundo. Se reporté
el tercer caso de testiculo supernumerario en Cuba.

Palabras claves: poliorquidismo, anomalia congénita urogenital, nifio.
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SUMMARY

Introduction: The polyorchidism is a few frequent urologic congenital anomaly
defined as the presence of more than two testicles, located inside or outside the
scrotum. The polyorchidism is a rare anomaly to be considered when studying
scrotal masses. The Doppler echography and the computerized magnetic resonance
imaging give useful elements to diagnose the presence of this entity. Objective:
Knowing the incidence of the polyorchidism, infrequent anomaly of the genital
system. Patients and methods. We retrospectively reviewed the cases operated in
the Urology service, according to the Clinic Documentation records of our center in
the period from 1970 to 2010, with a year average of 250 cases operated, and only
one patient carrying this anomaly. We made a literature review, finding only three
cases in our country and less than 100 patients in the world. We report the 3rd
case of polyorchidism in Cuba.

Key words: polyorchidism, urogenital congenital abnormalities, child.

INTRODUCCION

El poliorquidismo (PQ) es una anomalia congénita uroldgica poco frecuente, que es
definido como la presencia de mas de dos testiculos, ya sea de localizacion intra o
extraescrotal. Descrito por Blasius a mediados del siglo XVI (1670) en un caso post
mortem y confirmado histolégicamente por Lane en 1895 (1,2). Se trata de una
rara entidad con menos de 100 casos reportados, que acontece mas
frecuentemente en el lado izquierdo. En ocasiones se encuentra asociado a otras
entidades uroldgicas (3), entre ellas a malignidad, de ahi la importancia de su
conocimiento y diagnodstico. Se reporta el caso de un paciente de 18 meses
diagnosticado por clinica, del cual reportamos su manejo. Se realiza, ademas, una
revision de la literatura actual. Siendo este el tercer caso reportado en Cuba, y el
primero en Matanzas, asi como el mas joven reportado por la literatura
internacional. El objetivo de esta revisidn es presentar esta infrecuente anomalia
del sistema urogenital.

Se hace una revision retrospectiva de los pacientes ingresados en nuestro centro
asistencial durante los afios 1970 al 2010, con un promedio anual de 5 500
pacientes, segun datos del registro de documentacién clinica hospitalaria, no
existiendo pacientes portadores de esta anomalia.

PRESENTACION DEL CASO

Paciente masculino de 18 meses, residente en la ciudad de Matanzas, previamente
asintomatico, quien es remitido al servicio de Urologia del Hospital Provincial
Pediatrico Docente Eliseo Noel Caamafio, por un diagnéstico de aumento de
volumen por encima del testiculo izquierdo —detectado por su madre
incidentalmente—, indoloro, en hemiescroto izquierdo, sin notar crecimiento de este
con el tiempo, no relacionado con trauma local, ni asociado a otros sintomas. Al
examen fisico se encontré buen estado general, un adecuado desarrollo pondo-
estatural; en el abdomen no presentaba masas palpables, ni hernias y tampoco
tenia adenopatias inguinales. En genitales externos, se observoé el pene normal y se
palpan dos testiculos sanos, y ademas una masa redondeada que impresiona como
un quiste del cordén espermatico izquierdo, localizada en area superior (proximal)
del hemiescroto izquierdo, movil, indolora, facilmente separable con los dedos, sin
presencia de nodulaciones, ni signos de inflamacioén local y de menor tamafo que el
testiculo izquierdo normal.
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Los hallazgos al examen fisico y los estudios complementarios dan una impresion
diagnoéstica de masa paratesticular. Con este enfoque clinico se decide llevar a
cirugia para exploraciéon y reseccion de dicha lesidon, previo consentimiento
informado de su familia.

Bajo anestesia general se realiza una incisién escrotal transversa, con posterior
diseccion por planos hasta la albuginea del lado izquierdo, observando la presencia
de dos estructuras de similar tamafio, aspecto y consistencia compatibles con
testiculos, estando unidos por un epididimo comun y cada uno con un paquete
vascular, donde solo uno, el de ubicacion caudal, presentaba una estructura
compatible con conducto deferente (Figs. 1y 2).

T1
Fig. 1. Presencia de dos testiculos Fig. 2. Dos testiculos izquierdos
izquierdo y unidos a un
testiculo derecho normal epididimo comun

En este mismo se aprecié un apéndice testicular, lo que nos llevé a pensar que
correspondia en su origen embrioldgico al polo superior testicular, mientras que en
el otro, de localizacién proximal o superior, se observé tenia un paquete venoso
muy dilatado y Unico (Fig. 3).

Fig. 3. Visualizacion de ambos testiculos izquierdos y
cordoén espermatico con venas en T2
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Se realizd seccioén, ligadura con hemostasia exhaustiva y corte de este Ultimo; se
obtiene una estructura redondeada de consistencia firme, de aproximadamente 5
cm en su didmetro mayor, la cual se envia a anatomia patolégica para estudio.
Luego se fija el testiculo sano con material de sutura organico absorbible, se realiza
un cierre por planos y se da de alta en su postoperatorio inmediato, evolucionando
satisfactoriamente, sin presentar complicaciones.

DISCUSION

Durante el desarrollo embrioldgico, entre cuarta y séptima semana y derivada del
mesodermo, se inicia la formacion de la cresta urogenital primitiva, que origina
posteriormente el primordio testicular (4). El epididimo y conducto deferente
provienen del conducto mesonéfrico de Wolf (4,5). El poliorquidismo tiene su origen
en la divisién de la cresta parece existir una accidental elongacién y fragmentacion
transversa o longitudinal de la cresta urogenital con o sin mesonefros antes de la
octava semana de gestacion. Dependiendo del plano de segmentacion y del sitio de
la misma se pueden desarrollar testiculos supernumerarios con deferentes y
epididimos comunes o Unicos y asi la formacion de mas de una goénada (fig. 3)
(6,7). No se ha encontrado anomalia cromosémica para el poliorquidismo (8).
Habitualmente se presenta en la infancia o adolescencia como una masa,
asintomatico de localizacion escrotal, inguinal o abdominal, aunque puede
manifestarse como una molestia a nivel inguinal o como una torsion testicular.

Puede estar asociado a criptorquidia (40 %), hernia (30 %), torsion (15 %),
hidrocele (9 %), o incluso a malignidad (6 %) (9). Curiosamente puede descubrirse
como fertilidad persistente tras vasectomia o infertilidad, testes retractiles y
duplicidad ureteropiélica, que es explicado por el origen comUn de uréter y
deferente a partir del conducto de Wolf (9,10).

Las anteriores asociaciones suelen aparecer en el lado ipsilateral del teste
supernumerario (3). Revisando la literatura se ha encontrado que la
espermatogénesis de los testes supernumerarios se mantiene en aproximadamente
el 40 % de los casos, determinandose por biopsia de los mismos, y tiende a estar
relacionado con la ubicacién escrotal normal del testiculo (11). Normalmente se
localizan en escroto (75 %), aunque también se han encontrado en conducto
inguinal, abdomen y retroperitoneo. Han sido descritos en pacientes entre los 4 y
74 afios, siendo lo mas frecuente entre 15-25 afios (11). Lo més habitual es el
triorquidismo, 60 % de las veces en el lado izquierdo, colocado en situacion
proximal y anterior al teste normal (fig. 1) (10,12). Cuando se asocia a
criptorquidia o malignidad es mas frecuente en el lado derecho (10). La
presentacion con duplicaciéon bilateral es tremendamente rara, habiéndose
publicado menos de 10 casos (13).

Existen dos clasificaciones en la literatura; la de Thum, basada en la funcionalidad y
desarrollo embrioldgico y la clasificacion de Singer (14), basada en la topografia,
anatomia y potencial reproductivo. En la primera de ellas el tipo | corresponde a un
teste supernumerario sin epididimo ni deferente, el tipo Il es un teste
supernumerario ligado al normal por un epididimo comuin, compartiendo con él su
deferente (fig. 2); el tipo Il es un teste supernumerario con su propio epididimo,
compartiendo el mismo deferente (14). En la clasificacion de Singer el tipo | es un
teste supernumerario con conductos de salida para drenar a epididimo y deferente,
subdividiéndose a su vez en IA, de posicion intraescrotal (fig. 1), y IB, ectopica

(inguinal o abdominal); el tipo Il es un teste supernumerario sin capacidad
reproductiva debido a que carece de conducto de salida, dividido a su vez en IIA,
intraescrotal, y 1IB, ectopico (10,14). Nuestro caso es un tipo Il segin la

clasificacion de Thum y | A segun la clasificacion de Singer. (Figs. 1y 2)
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Cabe anotar que la madre deseaba la extirpacion quirdrgica de la lesién y posterior
estudio patolégico. El diagndstico diferencial debe establecerse con toda patologia
que pueda presentarse como una tumoracion intraescrotal: espermatoécele,
hidrocele, quiste o tumor de cordon, ectopia testicular cruzada, tejido adrenal
ectopico. Para llegar a diagndstico existen una serie de pruebas que nos van a
ayudar a orientar el caso. Entre ellas, la ecografia Doppler puede evaluar la
presencia o ausencia de flujo sanguineo, la homogeneidad ecogénica de los mismos
y la presencia de masas tumorales (15,16). La Resonancia Magnética es
multiplanar, de alta resolucion y contraste en tejido blandos y aporta mas detalles
anatomicos, resultando interesante en testes supernumerarios. La gammagrafia
testicular es util Unicamente cuando el tamafio es pequefio o cuando exista
sospecha de episodios de torsion (15,16). También hay otros métodos diagndsticos
complementarios para evaluar la presencia o la probabilidad de malignidad en estos
testiculos, y son las pruebas hormonales: testosterona y hormona foliculo-
estimulante (FSH), marcadores tumorales: alfa fetoproteina y hormona
gonadotrofina coridénica subunidad B (BHCG), el espermograma y por ultimo la
biopsia, que nos ayuda a evaluar la espermatogénesis y la presencia de focos de
displasia.

En cuanto al manejo de estos pacientes, actualmente se acepta que en pacientes
asintomaticos, en los que se demuestra normalidad del teste supernumerario tanto
clinica y radiolégicamente, asi como con el estudio histolégico mediante biopsia, se
puede evitar la extirpacion de dicha estructura a fin de conservar la fertilidad
futura. Si el paciente presenta clinica dolorosa y el teste accesorio es normal, solo
sera necesaria la fijacion de dicho teste para evitar la torsion sin necesidad de
extirpacion (3).

La posibilidad de malignizaciéon siempre existe en los testiculos supernumerarios,
hecho que algunos autores consideran suficiente para realizar siempre su
extraccion. Aunque la presencia de atrofia y aplasia germinal es cominmente
encontrada en los estudios histolégicos, hay poca evidencia para los cambios
displasicos (17).

En general, se considera que los tests ectdpicos tipo IB, 1A y 1IB de la clasificacion
de Singer deben extirparse. Los tests IA se resecaran si hay cambios displasicos en
biopsia, espermatogénesis ausente, sospecha de malignidad en imagenes, deseo
expreso del paciente o si el seguimiento no se puede realizar (14,17,18).
Resultados de la revision efectuada se puede constatar que esta infrecuente
anomalia es la tercera reportada en Cuba. En el mundo so6lo se han reportados
menos de 100 casos. Se debe valorar siempre que estemos ante un paciente
pediatrico portador de una masa escrotal ésta posibilidad diagnéstica.
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