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Tratamiento multidisciplinario de
un sarcoma recurrente de la fosa
isquiorrectal

ANDRES IGLESIAS B.!, DANIEL MORENO M., ERIKA CHACON D.,
JOSE RAMON RODRIGUEZ A3, JOSE TOMAS LARACH K.!

A successful multidisciplinary approach to a
recurrent ischiorectal fossa sarcoma

Ischiorectal fossa tumors are rare lesions, mostly described in case reports
or case series. These lesions represent a diagnostic and therapeutic challenge.
Hence, an appropriate preoperative study and multidisciplinary discussion are
essential to achieve good oncologic and functional results. We report a case of
a 73-year-old male operated on five years before in another health center due
to the diagnosis of a left gluteal tumor. The lesion was excised, and biopsies
confirmed a high-grade epithelioid sarcoma with a close margin, requiring a
subsequent wider excision of the surgical margins. The patient received adjuvant
radiotherapy. After four years of follow-up, the patient developed mild pain
with skin retraction around the former incision. A local recurrence was diag-
nosed by imaging. In a multidisciplinary team meeting, a decision to resect the
lesion with preservation of the anus and the pelvic floor was taken. The patient
underwent a laparoscopic defunctioning loop ileostomy and a resection of the
recurrent tumor in the ischiorectal fossa with preservation of the anal sphincter.
The defect was covered utilizing a superior gluteal artery perforator flap and
a partial gluteus maximus muscle rotation. The tumor was completely excised
with negative margins. The patient was discharged without complications after
25 days due to flap management. After one year of follow-up, the patient is
recurrence-free, and the ileostomy was closed.

(Rev Med Chile 2023; 151: 1093-1098)
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RESUMEN

Los tumores de la fosa isquiorrectal son poco frecuentes, habitualmente
descritos en reportes o series de casos. Estas lesiones son un reto terapéutico,
requiriendo un estudio preoperatorio apropiado, ademds de discusion y manejo
guiado por un comité multidisciplinario, que permiten lograr resultados opti-
mos tanto oncolégicos como funcionales. Presentamos un caso de un hombre
de 73 afios con antecedentes de reseccion de un tumor gliiteo izquierdo en otro
centro 5 afios antes. La biopsia fue compatible con un sarcoma epiteloideo (SE)
de alto grado, con margen quirtirgico < 0,5 mm que requirié ampliacién de los
madrgenes posteriormente. Ademds, se realizé radioterapia adyuvante. Al cuarto
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afio de seguimiento el paciente desarrolla dolor e induracién con retraccién en
relacion a cicatriz quirirgica, siendo objetivada una recidiva tumoral local.
Luego de una discusién multidisciplinaria, se realizé una desfuncionalizacion
con ileostomia en asa laparoscopica y reseccion tumoral con preservacion del
ano y del piso pélvico. El defecto fue cubierto por el equipo de cirugia pldstica
utilizando un colgajo perforante de la arteria glitea superior. La biopsia
confirmé la recidiva tumoral y los mdrgenes quirirgicos fueron negativos. El
paciente es dado de alta a los 25 dias postoperatorios por cuidados del colgajo,
sin complicaciones. Al afio de seguimiento el paciente no presenta recidiva
tumoral, la ileostomia fue cerrada, y sus resultados funcionales en términos

defecatorios y de la herida son buenos.

Palabras clave: Neoplasias; Neoplasias de los Tejidos Conjuntivo y Blando;

Sarcoma.

os tumores de fosa isquiorrectal son lesio-

nes raras, en su mayoria descritas en repor-

tes o series de casos'”. Se diagnostican con
mayor frecuencia en mujeres en edad media, con
tasas de malignidad que varian del 39 al 73%%¢.
Especificamente, en cuanto a los sarcomas isquio-
rrectales, se han descrito liposarcomas, leiomio-
sarcomas y angiomiosarcomas®*¢’. Estas lesiones
representan un desafio diagndstico y terapéutico.
Por lo tanto, un adecuado estudio preoperatorio
y discusién multidisciplinaria son importantes
para lograr buenos resultados oncolégicos y fun-
cionales™®?.

Caso clinico

Presentamos el caso de un hombre de 73 afios
intervenido 5 aflos antes en otro centro de salud
por el diagnéstico de tumor en glateo izquierdo.
Se extirpd la lesion y las biopsias fueron compati-
bles con sarcoma epitelioide de alto grado (pT1b-
NOMO). Dado un margen quirtrgico cercano (<

0,5 mm), se realizd posteriormente una amplia-
cién de margenes. La histopatologia fue negativa
para neoplasia residual. No obstante, el paciente
recibid radioterapia con 50 Gy en 25 fracciones y
10 Gy de refuerzo en 5 fracciones.

A los cuatro afos de seguimiento, el pa-
ciente se presentd con dolor leve, induracién y
retraccién de la piel alrededor de la cicatriz. En
el examen rectal y la evaluacion endoscopica, el
canal anal y la mucosa rectal eran normales. La
resonancia magnética (RM) mostré una masa de
tejido blando en la fosa isquiorrectal izquierda
que infiltraba al musculo gluteo mayor y fibrosis
cercana, pero no contactando el elevador del ano
o el coccix. La tomografia por emision de positro-
nes/tomografia computarizada (PET/TC) mostrd
una lesion hipermetabdlica en el mismo sitio, sin
signos de diseminacion a distancia (Figura 1). El
caso fue discutido en comité multidisciplinario,
donde se determiné que la lesién no amenazaba
el piso pelviano, por lo que se decidié la resec-
cién de la lesion con preservacion del ano y el
piso pélvico, con biopsia intraoperatoria como

Figura 1. (A) Cicatriz indurada en el sitio de la operacion previa. (B) RM. Masa de partes blandas en fosa isquiorrectal. (C) PET/

TC. Lesion hipermetabdlica en fosa isquiorrectal (Flechas).
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medida de seguridad para asegurar el margen.
Posteriormente, se obtuvo una angiografia por
TC y una ecografia doppler para planificar la
reconstruccion. Durante la cirugia, al paciente
se le realiz6 una ileostomia en asa laparoscépica
y una reseccion completa de la lesién y tejido de
la fosa isquiorrectal en litotomia, preservando
el piso pelviano y el esfinter anal (Figura 2). Las
biopsias intraoperatorias mostraron margenes
libres de neoplasia hacia el musculo elevador del
ano. El paciente se cambi6 a posicion prona y el
equipo de Cirugia Plastica realiz6 la cobertura de
tejido blando utilizando un colgajo perforante de
la arteria glitea superior (SGAP) junto con una
rotacion parcial del musculo gliteo mayor para
la obliteracién del espacio muerto (Figura 3). La
pérdida de sangre fue de 150 ml y el tiempo de
operacion de 6 h. El paciente fue dado de alta sin
complicaciones a los 25 dias debido al manejo del
colgajo. La histopatologia final confirmé un sar-
coma epitelioide recurrente con cambios actinicos
y margenes quirurgicos negativos (el margen
mas cercano fue el medial, hacia el elevador del
ano, a 2 mm). Ademas, la inmunohistoquimica
fue positiva para EMA (antigeno de membrana

epitelial), CD34 (glucoproteina transmembrana)
y citoqueratinas totales, y negativa para INI-1
(Integrase Interactor-1). Se decidié seguimiento
y se programo el cierre de la ileostomia en asa a
los 3 meses del postoperatorio, que se realizé sin
complicaciones. Luego, el paciente realizé reha-
bilitacion pelviperineal con excelentes resultados,
reportando buena continencia, episodios mini-
mos e infrecuentes de escurrimiento fecal y alta
satisfaccion con su calidad de vida en términos
funcionales defecatorios y de la cicatriz.

Discusion

Este caso demuestra que se pueden obtener
resultados favorables cuando las neoplasias is-
quiorrectales complejas son tratadas por equipos
multidisciplinarios con experiencia en oncologia
anorrectal y de tejidos blandos.

Los sarcomas epiteloideos (SE) son tumores
mesenquimales raros, correspondiendo a menos
del 1% de los sarcomas. El diagnostico diferencial,
entre otros, considera carcinomas metastasicos en
general, melanoma maligno y otros sarcomas con

Figura 2. A) Campo quirlrgico tras la reseccion; (B) Diagrama anatémico del lecho de reseccion: tuberosidad isquidtica (gris),
coxis y sacro distal (amarillo), musculo del esfinter anal externo (azul), musculo elevador del ano (verde), rama isquiopubiana

(rojo), fibras musculares remanentes del gliteo mayor (naranja).
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Figura 3. A) Pieza quirlrgica de tumor de fosa isquiorrectal; (B) Reconstruccion del defecto con un colgajo de perforante de
la arteria glUtea superior (SGAP) junto con rotacién parcial del musculo gliteo mayor para la obliteracion del espacio muerto.

células epiteliales (angiosarcoma epiteloideo, he-
mangioendotelioma epiteloideo, etc)'’. Los SE se
caracterizan por presentar una mayor tasa de re-
currencias locales y a distancia que otros subtipos,
siendo ademas de los pocos sarcomas en los que
se pueden encontrar metastasis linfonodales'®!
El diagndstico se basa en la inmunohistoquimica,
que permite diferenciarlo de otros tumores'?. Los
SE son positivos para los marcadores epiteliales
de citoqueratinas, EMA y CD34"!*. El CD34
permite diferenciar estos tumores de otros car-
cinomas, en los cuales es negativo. Los SE care-
cen de desmina, proteina S100 y FLII, lo que la
diferencia de melanomas, rabdomiosarcomas y
angiosarcomas epiteloides'. El marcador INI-1
es habitualmente negativo (90%), y permiten
diferenciar los ES de otros tumores®.

El tratamiento de estos tumores debe ser defi-
nido por un comité oncoldgico multidisciplinario
y basado en consensos internacionales respecto
al manejo de sarcomas de partes blandas'®. En la
evaluacion inicial de estos casos (especialmente
en el tumor primario, no recurrente) se recomien-
da la obtencion de biopsias preoperatorias ya que
puede modificar la estrategia terapéutica en 37,5%
a 50% de los casos*®. Al haber recurrencia durante
el seguimiento, la biopsia preoperatoria puede ser
obviada si se considera razonable en un comité
multidisciplinario con experiencia, tomando en
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cuenta las caracteristicas clinicas del paciente, y el
seguimiento y estudio por imagenes. En este caso,
un nuevo ciclo de radioterapia no fue considerado
necesario dado el antecedente de radioterapia
previa y la alta posibilidad de obtener margenes
de reseccion negativos que estimd el equipo en
base a los exdmenes preoperatorios'. En casos de
tumores recurrentes de la pelvis, y especialmente
en aquellos de partes blandas, la evaluacion por
imagenes es clave. En este sentido, la RM de pel-
vis representa el estudio de eleccion para evaluar
las relaciones del tumor y planificar la cirugia.
Ademas, el PET-CT permite descartar lesiones a
distancia que contraindiquen un tratamiento local
agresivo.

Independientemente del abordaje (perineal,
transabdominal o combinado)*®”®, obtener un
margen negativo es de suma importancia, ya que
aproximadamente el 70% de los pacientes que
desarrollan recurrencias tienen una resecciéon mi-
croscopicamente incompleta durante la operacién
indice*®. En este caso, ademas de las imagenes
preoperatorias que no mostraban amenaza del
margen radial cercano al musculo elevador del
ano, se toma la precaucion de tener disponible
biopsia intraoperatoria para asegurarlo y descar-
tar la necesidad de una reseccién abdominoperi-
neal del recto concomitante.

Existen multiples alternativas para la re-
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construccion de defectos perineales, dentro de
las cuales hay que tomar en consideracién dos
elementos principales: 1. Las caracteristicas del
defecto, condicionado por el tipo de cirugia
efectuada y 2. Las zonas dadoras disponibles'”'.
El objetivo de la reconstruccién siempre debe
contemplar la obliteracion del espacio muer-
to, entregar una cobertura cutdnea estable y
minimizar la morbilidad de la zona dadora®.
El espectro de defectos perineales es amplio y
puede ir desde defectos dermograsos pequenos,
como es el caso luego de la reseccion de tumores
localizados, hasta defectos compuestos extensos,
como puede ocurrir luego de exenteraciones
pelvianas. En este caso particular se trataba de
un defecto compuesto con compromiso del plano
cutaneo, adiposo, muscular y dseo, a nivel de la
tuberosidad isquiatica derecha, asociado ademas
a la presencia de radioterapia previa. Para este
proposito suele ser suficiente la utilizaciéon de
colgajos locorregionales y rara vez puede reque-
rirse de colgajos libres. Dentro de las alternativas
convencionales para la cobertura de defectos de
este tipo, se encuentran el uso de colgajos mus-
culo cuténeos de la region glitea o desde la cara
interna del muslo (musculo gracilis) los cuales
tienen como ventaja proveer una cantidad de te-
jido adecuado, con una vascularizacion confiable.
Sin embargo, tienen como desventaja la morbili-
dad de la zona dadora, ya que requieren sacrificar
un musculo en su totalidad'. El advenimiento
de técnicas microquirurgicas asociado al cono-
cimiento de territorios vasculares irrigados por
vasos perforantes ha permitido movilizar tejidos
basados en estructuras vasculares especificas, sin
necesidad de sacrificar la musculatura, lo cual se
traduce en una minima morbilidad de la zona
dadora'®®. El colgajo basado en perforantes de la
arteria glutea superior (SGAP flap: superior glu-
teal artery perforator flap), es una excelente alter-
nativa para la cobertura de defectos perineales de
tamafo mediano a grande'!. Puede combinarse la
rotacion de parte del musculo gliteo mayor en
caso de requerir una mayor cantidad de tejido
para relleno'®'. Permitiendo lograr una cobertu-
ra estable, con una minima morbilidad de la zona
dadora, y una reconstruccion estética y funcional
adecuada. La ileostomia en asa permitié asegurar
la correcta cicatrizacién disminuyendo el riesgo
de morbilidad del colgajo.

Pacientes con SE en etapa I (tanto primarios
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como recidivas locales), tienen indicacién de
seguimiento en casos de resecciones con mar-
genes adecuados. El seguimiento se realiza cada
3-6 meses, por 2-3 aflos, luego anualmente'®. En
etapas avanzadas, podria tener lugar la terapia
adyuvante como la radioterapia (ampliamente
aceptada como alternativa de control local de la
enfermedad, o los sintomas en casos paliativos);
o terapia sistémica con Tazemetostat'®*.

Conclusion

Este caso demuestra la factibilidad de realizar
la resecciéon de un sarcoma recurrente isquiorrec-
tal con preservaciéon de otras estructuras de la
pelvis, siempre y cuando se pueda garantizar un
margen de reseccion negativo. Esto se logra a tra-
vés de una adecuada evaluacién y un tratamiento
multidisciplinario, llevado a cabo por equipos con
experiencia en cirugia oncoldgica pelviana.
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