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Resumen.—Presentamos el caso de una mujer de 32 afios
que acudi6 a nuestra consulta con multiples nédulos en el bra-
zo izquierdo y mama homolateral de 15 afios de evolucion. Es-
tas lesiones tenian una coloracion azulada y eran dolorosas.
Pocos afios atras le habian extirpado en el brazo izquierdo
otras tres lesiones similares con el diagnéstico histopatologi-
co de espiradenoma. Todos los nédulos estaban dispuestos si-
guiendo un trayecto lineal y bajo una lesion maculopapulosa
eritematosa que clinicamente parecia corresponder a un nevo
epidérmico. Los casos de espiradenomas mdultiples son muy
raros y mas aun los espiradenomas multiples que adoptan
una disposicion lineal.
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INTRODUCCION

El espiradenoma es una neoplasia anexial benigna
que se suele presentar como un nédulo solitario dér-
mico o subcutaneo, azulado o del color de la piel y
que en alguna ocasion es doloroso. Histéricamente
se ha considerado una neoplasia ecrina, aunque estu-
dios recientes sugieren que el espiradenoma tiene
una diferenciacién apocrina'?.

El espiradenoma no es una neoplasia frecuente y
aun son menos frecuentes los casos de espiradenomas
multiples. El sindrome de Brooke-Spiegler combina
espiradenomas multiples con cilindromas y tricoepite-
liomas. Ademads, existen muy pocos casos descritos de
pacientes con espiradenomas multiples que adopten
una disposicion lineal o nevoide. Ninguno de estos ca-
sos descritos con espiradenomas multiples de disposi-
cioén nevoide presentaba alteraciones epidérmicas aso-
ciadas.

Presentamos el caso de una mujer de 32 anos que
tenia multiples espiradenomas siguiendo el trayecto
de lo que clinicamente parecia ser un nevo epidér-
mico.
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MULTIPLE LINEAR SPIRADENOMA WHIT A LINEAR
DISTRIBUTION

Abstract.—\\Ve report the case of a 32-year old woman who
presented with multiple nodules in the left arm and breast that
had been present for 15 years. These nodules had a bluish
colour and were occasionally painful. She had gone under ex-
cision of three other nodules on the left arm with the
histopathological diagnosis of spiradenoma. All of the nodules
were disposed in a linear arrangement and underneath a
maculo-papular erythematous lesion which clinically seemed to
be an epidermal nevus. The case described in the literature
of multiple spiradenomas are vey rare and multiple linear spi-
radenomas are even rarer.
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DESCRIPCION DEL CASO

Una mujer de 32 anos acudi6 a nuestra consulta
por presentar multiples nédulos en su brazo y mama
izquierdos. La paciente referia que las lesiones esta-
ban presentes desde hacia 15 anos aproximadamente.
Pocos anos atrds, se le habian extirpado tres nédulos
de caracteristicas similares en el brazo izquierdo y to-
dos habian mostrado hallazgos histopatolégicos de es-
piradenoma. Los nédulos por los que consultaba la
paciente en el momento actual no habian cambiado
de tamano en los ultimos anos pero se habian tornado
ligeramente dolorosos. Ademads, también referia dolor
en la zona donde se le habia extirpado anteriormen-
te otro espiradenoma en el brazo izquierdo. Por lo de-
mas, la paciente estaba sana y no mostraba ningun
otro signo ni sintoma asociados.

En la exploracion fisica se observaban tres nédulos
azulados, bien definidos de entre 2y 3 cm de didme-
tro en el antebrazo, brazo y mama izquierdos respec-
tivamente (figs. 1y 2). Ademads, tenfa un nédulo de
5 mm de diametro situado mds profundamente, del
color de la piel normal en el hombro izquierdo. Se
apreciaban tres cicatrices en el brazo izquierdo que
correspondian a la reseccion de los otros espiradeno-
mas. Una de estas cicatrices seguia siendo dolorosa.

También se podia observar una lesién maculopa-
pulosa que se extendia de manera lineal desde la
mama izquierda hasta el antebrazo del mismo lado,
siguiendo la distribucién de las lineas de Blaschko
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Fig. 1.—Imagen de la parte izquierda del tronco y brazo donde se
aprecia la lesién eritematosa lineal que se extiende desde la mama
hasta la mufeca izquierda y que parece corresponder a un nevo epi-
dérmico (flechas blancas). También se puede apreciar algun nédulo
azulado en antebrazo y brazo con distribucion lineal (flechas negras).

Fig. 2.—Detalle de uno de los espiradenomas localizado en el ante-
brazo izquierdo.

Fig. 3—Detalle de la lesion eritematosa maculopapulosa lineal que
simulaba un nevo epidérmico.

(fig. 3). La paciente referia que esta lesion habia esta-
do presente desde el nacimiento y no habia sufrido
cambios desde entonces. Esta lesion maculosa lineal

Fig. 4.—Imagen panordmica de uno de los espiradenomas extir-
pados. Se aprecia un nédulo dérmico basaloide bien delimitado.
(Hematoxilina-eosina, x2.)

Fig. 5.—Detalle de las células que componen el espiradenoma. Se

observa un tipo de células basaloides dispuestas en empalizada y

otro tipo de células mas grandes y eosinofilas en el centro. (Hema-
toxilina-eosina, x40.)

era asintomdtica, aunque en ocasiones se tornaba
ligeramente mas eritematosa. Todos los nédulos, in-
cluidos los previamente extirpados, estaban localiza-
dos bajo esta lesion que clinicamente parecia corres-
ponder a un nevo epidérmico.

Se realizé la extirpacion de los tres nédulos doloro-
sos y se ampli6 la extirpacion en la cicatriz que seguia
siendo dolorosa. El estudio histolégico mostré hallaz-
gos similares en todas las muestras. Estos hallazgos
consistian en la presencia de un nédulo dérmico bien
delimitado (fig. 4) constituido por dos tipos celulares
diferentes: un tipo de células basaloides situadas en la
periferia y que adoptaban una disposiciéon en empali-
zada, y otro tipo de células mds grandes y palidas que
se situaban en el centro del nédulo (fig. 5). Se obser-
vaba también un infiltrado linfocitario entremezclado
con las células epiteliales. No se observaban mitosis ni
atipias celulares. La estroma circundante estaba cons-
tituida por un colageno laxo y edematoso abundante-
mente vascularizado.
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DISCUSION

El espiradenoma es una neoplasia anexial rara que
sobre todo afecta a personas entre la segunda y cuar-
ta década de la vida. No existen diferencias en cuanto
alaincidencia de espiradenoma en los distintos sexos,
aunque si parece existir una predominancia en el
sexo femenino en los casos de espiradenomas multi-
ples. Una de las caracteristicas mas llamativas de este
tumor es el hecho de que con relativa frecuencia es
doloroso. El espiradenoma suele localizarse en la mi-
tad superior del cuerpo, aunque puede aparecer en
cualquier darea de la superficie corporal.

Siempre se ha considerado el espiradenoma como
una neoplasia ecrina, pero algunos autores sugieren

que también puede mostrar una diferenciaciéon apo-
crina, ya que en multiples ocasiones aparece contac-
tando con una unidad foliculo-sebdcea, y en otras oca-
siones se ha observado combinado en la misma lesion
con otra neoplasia con diferenciacion apocrina como
es el cilindroma?2,

Los hallazgos histopatologicos caracteristicos del es-
piradenoma consisten en uno o mas nédulos dérmi-
cos o subcutaneos sin conexion con la epidermis. Sue-
len observarse dos tipos celulares diferentes: unas
células pequenas, basaloides y con nucleos hipercro-
maticos, dispuestas periféricamente con un patrén
en empalizada, y un segundo tipo celular, mas nume-
roso, de células mayores y palidas situadas en el centro
de los islotes epiteliales. Se pueden ver con frecuencia

TABLA 1. RESUMEN DE LA INFORMACION DE 14 CASOS DE ESPIRADENOMAS MULTIPLE CON DISPOSICION NEVOIDE

Caso Ano | Sexo |Edad | Edad de inicio Localizacion Clinica Tratamiento
Shelley WB 1980 Mujer 41 Presentes al Lado izquierdo del cuello, Asintomaticos Extirpacion de
nacimiento region submandibular algunos nédulos
y barbilla
Tsur H 1981 Hombre 35 18 Extremidad superior izquierda Muy dolorosos  Cirugia
Eckert F 1990 Hombre 16 Regiodn toracica izquierda Dolorosos
MartinezW 1992 Mujer 48 30 Extremidad inferior derecha Asintomaticos Cirugia en algunas
lesiones
Bourrat E 1992 Hombre 16 12 Extremidad superior derecha Asintomaticos Laser CO,
Noto G 1994 Mujer 16  Presentes al Parte derecha del cuerpo Algunos Extirpacion de
nacimiento (afecta a la region periorbital, dolorosos algunos nodulos
poémulo, cara lateral del
cuello, tronco, linea alba,
muslo y pierna derecha)
Bedlow AJ 1999 Mujer 19 4 Parte derecha del cuerpo Dolorosos No especificado
Gupta S 2000 Mujer 23 18 Linea media de frente-comisura  Asintomaticos Cirugia
izquierda de la boca
2000 Hombre 9 6 Parte izquierda de la barbilla Asintomaticos *
Altinyazar 2003 Mujer 32 30 Region medial de pierna Dolorosos Cirugia
HC derecha
Braun- 2003 Mujer 23 15 Pierna izquierda Ocasionalmente Cirugia
Falco M dolorosos
Yoshida A 2004 Mujer 30 Barbilla y parte derecha Dolorosos Cirugia
de cuello
Yoshida A 2004 Mujer 57 Region occipital izquierda No dolorosos Cirugia
Eckmeki TR 2005 Mujer 8 Presente al Lado izquierdo de la cara Cirugia
nacimiento
Angulo J 2005 Mujer 32 17 Lado izquierdo del tronco Doloroso Cirugia

y brazo izquierdo

*No se realizd ningun tratamiento.
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formaciones ductales. Ademas, también se encuen-
tran con frecuencia hallazgos focales que recuerdan
alos del cilindroma, ya que, en algunas areas, los islo-
tes tumorales se disponen con un patrén en rompe-
cabezas, rodeados de una gruesa membrana basal y
con un depo6sito de material membrana basal en el
interior de los islotes.

Hasta la fecha, solo se han descrito 18 casos de es-
piradenomas multiples con disposicién nevoide318.
En uno de estos casos se produjo la malignizacién de
uno de estos espiradenomas?®y también se han des-
crito 3 casos de espiradenomas multiples congénitos
de disposicion nevoide*®. En nuestra revision de la li-
teratura médica, hemos podido recoger informacién
detallada de 14 de estos casos (tabla 1). De éstos,
11 casos eran mujeres (66,6 %). La edad de los pa-
cientes en el momento de la consulta oscilaba entre
los 8 y los 57 anos (con una media de 32,5 anos) y la
edad de aparicién de las lesiones variaba entre los 0 y
los 30 anos (con una media de 15 anos). La mayoria
de los casos se localizaban en la mitad superior del
cuerpo. La localizacién mas frecuente eran la caray
cabeza, en concreto estaban afectadas en siete casos.
Las extremidades inferiores lo estaban en cinco de los
casos y las extremidades superiores y el tronco en cua-
tro. Un total de 8 de los 14 casos eran dolorosos
(57,14 %) . La mayoria de los casos fueron tratados
mediante extirpacion quirdrgica de los tumores, sin
recidiva de las mismas. Uno de los pacientes fue tra-
tado con laser de CO; aunque los autores no comuni-
can el resultado!2.

Nuestra paciente presentaba 3 nédulos azulados
en el brazo izquierdo y la mama homolateral desde
hacia 15 anos. Las lesiones habian permanecido asin-
tomaticas hasta los ultimos anos, en los que habian co-
menzado a ser dolorosas. No habian mostrado cam-
bios considerables en su tamano y pocos anos atras le
habian sido extirpados otros 3 nédulos similares del
brazo izquierdo, con caracteristicas histologicas de es-
piradenoma. Una de las cicatrices de la extirpacién de
uno de estos espiradenomas seguia siendo ocasional-
mente dolorosa. Ademas, también mostraba una le-
sion maculopapulosa eritematosa siguiendo una li-
nea de Blaschko desde su pecho izquierdo hasta la
muneca izquierda. Todos los espiradenomas se en-
contraban debajo de esta lesion. Clinicamente, simu-
laba un nevo epidérmico aunque en el estudio histo-
patologico de las biopsias realizadas los hallazgos
epidérmicos eran poco llamativos, y no pudo confir-
marse histopatolégicamente que la hiperpigmenta-
ci6én de distribucion lineal correspondiera sin ningu-
na duda a un nevo epidérmico.
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