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RESUMO

Um homem de 36 anos, depois de ser submetido a exames para
avaliacéo de infertilidade masculina, foi diagnosticado com infertilidade
masculina primadria, criptorquidia bilateral, azoospermia nao obstrutiva
e fusdo esplenogonadal descontinua. Carcinoma in situ estava
presente no testiculo esquerdo, que tinha localizagéo intra-abdominal
e estava associado a fusao esplenogonadal. Esse é o quarto caso de
fus@o esplenogonadal associada a cancer testicular, segundo nossa
avaliagdo. Deve-se sempre ter em mente a possibilidade dessa
associagao em testiculos criptorquidicos a esquerda.
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ABSTRACT

A 36 year-old man after tests for assessing male infertility was
diagnosed with primary infertility, bilateral cryptorchidism, non-
obstructive azoospermia and discontinuous splenogonadal fusion.
Carcinoma in situ was found in his left testicle, which was intra-
abdominal and associated with splenogonadal fusion. To our knowledge,
this is the fourth case of splenogonadal fusion associated with
testicular cancer reported. One should always bear in mind the
possibility of this association for the left cryptorchid testicle.
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Microdissection; Magnetic resonance imaging; Case reports

INTRODUGAO

A fusao esplenogonadal ¢ uma anomalia congénita rara
que afeta a gonada normal descendente e encerra o
processo vaginal por meio da fusao do tecido esplénico
com a gdnada, que pode ser classificada como forma
continua ou descontinua. Como resultado, é associada
com criptorquidia e hérnia inguinal®.

A criptorquidia ¢ uma causa conhecida de infertili-
dade, devido a alteracdo da espermatogénese pela ex-
posicao dos testiculos nao descendentes a temperaturas
elevadas, combinada com desequilibrios hormonais,
tais como de andrdgenos e fatores semelhantes a insu-
lina, que representam papel importante no desenvol-
vimento do guberniculo e da subsequente migracao
testicular. Isso resulta em oligozoospermia grave ou
azoospermia®.

Além disso, também ¢ uma condicdo reconhecida
que se associa a0 aumento dos casos de cancer, com in-
cidéncia estimada em 1,7% dos cénceres in situ®.

A malignidade associada a fusdo esplenogonadal
¢ extremamente rara. Até o presente, apenas trés re-
latos casos dessa associagao foram encontrados na li-
teratura®. Relata-se o caso de cancer testicular com
apresentacao concomitante de fusido esplenogonadal,
criptorquidia, azoospermia nao obstrutiva e infertilida-
de masculina.
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RELATO DE CASO

Paciente do género masculino, 36 anos, que apresenta-
va infertilidade primdria por 8 anos. Sua esposa, com
28 anos, possuia ciclos normais, com avaliacao normal
para infertilidade inicial, incluindo histerossalpingo-
grafia realizada anteriormente. Seu histdrico cirargico
incluia orquidopexia do lado direito para testiculo in-
guinal realizada aos 31 anos de idade. O paciente apre-
sentava caracteristicas sexuais secundarias normais,
atrofia do testiculo direito posicionado acima do anel
inguinal externo e testiculo esquerdo nao palpavel. Os
testes hormonais incluiram FSH = 22 TU/L (normal:
< 10,5 IU/L), LH = 10,7TU/L (normal: 1,0 a 8,4 IU/L),
nivel total de testosterona de 221 ng/dL (normal: 271
a 965 ng/dL), marcadores de tumor que incluiam nivel
sérico testicular alfa-fetoproteina = 5,8 ng/mL (normal:
< 10 ng/mL) e gonadotrofina coridnica < 3 IU (valor
normal em homens: < 3UI).

A avaliacdo da ejaculacdo incluiu duas analises
completas do sémen por meio de centrifugacao e cito-
centrifugacao, para deteccao de esperma na ejaculacao.

A citocentrifugagao foi realizada com Cytospin 3
(Shandon, Pittsburg, USA) e as laminas marcadas com
NF-PICS (nuclear fast red, n. 1159390025, Merck, Ger-
many; indigo carmim n. 1047410025, Merck, Germany).
Uma busca minuciosa por esperma, com nicleo marca-
do em purpura, foi realizada em 100x pela imersao em
6leo. As duas andlises do sémen relevaram azoospermia
total. Os testes genéticos mostraram caridtipo normal
(46,XY) e o exame de microdele¢des no cromossomo Y
nao identificou anormalidades.

A ultrassonografia relevou testiculo direito de
2,5x1,1x 1,7 cm (com volume de 2,64 cc) localizado na
regiao inguinal direita sem identificacao do testiculo es-
querdo. A imagem por ressonancia magnética identificou
testiculo esquerdo abaixo do bago (Figura 1). A fusdo
esplenogonadal foi considerada entre as possibilidades,
ja que o baco e a gdnada sao embriologicamente relacio-
nados nos estagios iniciais do desenvolvimento do 6rgéo.

Devido a atrofia do testiculo esquerdo do paciente,
com provavel fusdo embrioldgica associada com azoos-
permia, disgenesia testicular e alto risco de malignida-
de, optou-se por realizar a orquiectomia combinada
com microdissec¢ao testicular de bancada para criopre-
servagao do esperma e uso futuro em reproducao assis-
tida, ja que o paciente e sua esposa nao tinham filhos e
expressavam o desejo de serem pais.

Durante a laparoscopia, a atrofia do testiculo es-
querdo apresentou aparéncia macroscopica normal e
foi localizada na borda superior do mdsculo psoas a
2 c¢m abaixo do polo inferior do bago. Nao foram en-
contrados sinais de fusdo como o baco. Os ductos defe-
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rentes que ascendiam da pélvis eram normais e foram
suturados seguidos das veias gonadais.

A microdisseccao testicular de bancada foi reali-
zada extraindo-se amostras multiplas de diversas areas
do testiculo, com maior probabilidade de presenca de
esperma, tubos seminiferos dilatados, para busca de
espermatozoides formados. Biopsias das areas supe-
riores, médias e inferiores dos testiculos foram obtidas
para analise histopatologica. Encontrou-se uma area de
0,8 cm de fusao esplenogonadal associada com atrofia
testicular (Figura 2) e carcinoma testicular in situ com
microcalcificagdes em todo o parénquima testicular (Fi-
gura 3) nas trés bidpsias. O epididimo apresentou ca-
racteristicas normais, assim como nao foram localizadas
espermatogéneses ou espermiogéneses nos fragmentos.

Ap6s a visualizagdo do achado a esquerda, agendou-se
orquidopexia do lado direito, com bidpsia dos polos

Figura 1. Ressonancia magnética mostrando testiculo esquerdo (T) abaixo
do bago (Sp); K: rim

RV e bW e s Ui L i i b 2 A
Figura 2. Exame histopatoldgico revelou fuséo esplenogonadal; Sp: bago;

T: parénquima do testiculo
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Figura 3. Carcinoma in situ (indicado pelas setas) na parénquima do testiculo

superior, médio e inferior do testiculo. Na cirurgia, o
testiculo pode ser levado ao anel inguinal externo, onde
foi fixado. A bidpsia de congelacido nao revelou carci-
noma e, na analise histopatoldgica, nao foram detecta-
dos espermatogéneses ou espermiogéneses, revelando
testiculos normais (sem carcinoma in situ). Apesar da
atrofia do testiculo direito (2 x 1,8 x 1,8 cm), o paciente
recusou-se a realizar a orquiectomia no caso de resulta-
do negativo para cancer do testiculo.

DISCUSSAO

A fusdo esplenogonadal € uma anomalia congénita
rara. Aproximadamente, 150 casos foram relatados na
literatura desde a primeira descricao de Bostroem, em
1883, Na 5* semana do desenvolvimento embrionério,
o primordio esplénico desenvolve-se para o mesogas-
trio dorsal a esquerda, e o bago desenvolvido se apro-
xima das pregas urogenitais durante a rotagao do intes-
tino embrionério.

As pregas urogenitais contém mesoderma que se
desenvolve em estruturas gonadais. A teoria com maior
aceitacao da fusao esplenogonadal é da ocorréncia de
fusdo anormal durante a 5% ou 8* semanas de gestacao,
momento que ambos 0s 6rgaos estao muito préximos®.
A descida da gonada inicia-se na 8* semana e, se ocorre
a fusdo esplenogonadal, o tecido esplénico anexado a
gonada acompanha seu caminho, o que pode ocorrer
de forma continua ou descontinua, como descrito por
Putschar e Manion, em 1956®).

Geralmente, a fusao esplenogonadal é descober-
ta de modo incidental em exame de rotina para hér-
nia inguinal ou criptorquidismo®. Em poucos casos,
pode-se prever a hipdtese da fusao esplenogonadal no
pré-operatorio. Neste relato de caso, realizou-se res-
sonancia magnética para investigacao da localizacao
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do testiculo esquerdo, que evidenciou proximidade
entre o testiculo esquerdo e o polo inferior do bago
e, portanto, considerou-se fusao esplenogonadal como
possivel diagndstico.

A fusao esplenogonadal interfere no fechamento do
processo vaginal, portanto, frequentemente € associada
com hérnia inguinal ipsilateral e criptoquidismo®. Ou-
tras possiveis associacoes sao micrognatia e anomalias
dos membros”. A fusao esplenogonadal é encontrada
com mais frequéncia em homens, com razao homem/
mulher de 16,6:1, com alta incidéncia a esquerda (98%
dos casos)™.

Apesar do paciente nao apresentar associagoes com
anormalidades dos membros, encontrou-se criptorqui-
dia bilateral. O criptoquidismo, especialmente quando
bilateral, € associado com alta taxa de infertilidade e
azoospermia®. Cerca de 80% dos testiculos criptorqui-
dicos sdo palpaveis, enquanto 20% nao sao palpaveis®.

Os locais mais comuns para testiculos criptorqui-
dicos sdo: canal inguinal (63%), localizacao ectdpica
(11%), anel inguinal externo (9%) e somente 2% no
abddmen®. Quando localizado no abddmen, a gonada
masculina é exposta a altas temperaturas, que interfe-
rem com a espermatogénese, resultando em azoosper-
mia e infertilidade®.

A infertilidade masculina pode ser vista como resul-
tado de uma série de doengas e sindromes complexas.
Assim, a avaliagao deve ser realizada de acordo com di-
retrizes estabelecidas, caso contrario a tendéncia ao uso
excessivo de técnicas de reprodugao assistida pode ser
uma via perigosa®!?.

O criptoquidismo €, com frequéncia, associado ao
cancer de testiculo e tem incidéncia de 1,7% de carci-
noma in situ, principalmente se nao tratado por meio
de orquidopexia nos primeiros estagios de vida®. Esse
relato € o quarto caso na literatura de malignidade tes-
ticular com apresentacao concomitante de fusio esple-
nogonadal, criptoquidismo, azoospermia e infertidade
masculina.

A fusdo esplenogonadal por si s6 ndo aumenta o ris-
co de malignidade, porém. A associacao frequente com
criptoquidismo explica o aumenta do risco de cancer de
testiculo. Aconselha-se sempre ter em mente a possibi-
lidade dessa associacao em testiculos criptorquidicos a
esquerda.
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