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RESUMEN

El carcinoma cuniculatum, descrito por Aird en 1954, es un tumor muy infrecuen-
te, de localizacion habitualmente plantar. Se considera una variedad de carcinoma
epidermoide bien diferenciado, formado por un crecimiento epitelial de queratino-
citos bien diferenciados, de aspecto banal. Afecta preferentemente a varones en la
5.% 0 6." décadas. Tiene un crecimiento lento y capacidad invasiva local, ya que crece
en profundidad formando sinusy trayectos interconectados, afectando a las partes
blandas e, incluso, al hueso. Es excepcional el desarrollo de metastasis. Su causa es
desconocida, aunque se cree relacionado con el traumatismo, la irritacion crénica y
con el virus del papiloma humano (VPH). El tratamiento recomendado es la extirpa-
cién amplia. Debe ser incluido en el diagnéstico diferencial de las lesiones cronicas
de localizacion plantar.

Palabras clave: carcinoma cuniculatum, epitelioma cuniculatum, carcinoma epider-
moide de bajo grado, carcinoma escamoso de bajo grado, carcinoma escamoso bien

diferenciado, carcinoma verrucoso, pie, plantar.

ABSTRACT

Carcinoma cuniculatum, described by Aird in 1954, is an extremely rare indolent
neoplasia that almost always arises on the foot. It is a variant of well-differentiated
squamous cell carcinoma composed of banal keratinocytes. Most patients are male in
their 5-6t decades. Tumor increases slowly and squamous epithelium penetrates deeply
underlying soft tissues and bone, forming duct-like formation and keratin-filled sinus-
es. Metastasis are exceptional. Trauma, chronic irritation, and/or viral infection may
play a role. Recommended treatment is wide local excision. It should be included in
the differential diagnosis for chronic plantar lesions.

Key words: carcinoma cuniculatum, epithelioma cuniculatum, low grade squa-
mous cell carcinoma, well differenciated squamous cell carcinoma, verrucous carci-
noma, foot, plantar.

INTRODUCCION

El carcinoma cuniculatum es un tumor

vidad es local, pudiendo llegar a des-
truir partes blandas y hueso, siendo

infrecuente descrito en 1954 por Aird
et al. de localizacion habitualmente
plantar. Se considera una variante rara
de carcinoma epidermoide bien dife-
renciado y de bajo grado. Su agresi-

excepcional el desarrollo de metas-
tasis ganglionares o a distancia.

En el presente articulo, se hace una
revision de la literatura existente de este
raro tumor, aportando dos casos propios.
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NUESTROS CASOS

Caso 1

Mujer de 49 anos que consulta en agosto de 2015
por una lesion en la planta del pie izquierdo de
un ano de evolucion, de crecimiento lento, que
le producia intenso dolor. Presentaba una lesion
de 2,5 x 2 cm de morfologia redondeada en el
antepié (fig. 1). Referia «un callo» en la misma
localizacion desde hacia mas de 10 anos. La biop-
sia de la lesion fue informada como carcinoma
cuniculatum (fig. 2). La resonancia magnética (RM)

Figura 1. Lesion de 2,5 x 2 cm, de morfologia redondeada,
con collarete epidérmico, superficie irregular con orificios,
areas de superficie lisa, zonas con hiperqueratosis y otras ulce-
radas. La paciente referia un callo en dicha localizacién desde
hace mas de 10 afios. Se aprecia una callosidad en la cerca-
nia, a nivel del 2.°-3.e" dedo.

E s

Figura 2. Se observa un epitelio hiperplésico de queratinoci-
tos bien diferenciados con hiperqueratosis, que penetra en
profundidad formando sinus (He 2x).
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(fig. 3) objetivo la extension de la lesion hasta con-
tactar con la fascia plantar (y sobrepasarla), y con-
tacto focal milimétrico con el tendon flexor del
tercer dedo. Fue intervenida por el servicio de
cirugia plastica, que realiz6 una amputacion trans-
metatarsiana del tercer y cuarto dedos. Sin recidiva
hasta la fecha tras cuatro anos de seguimiento.

Figura 3. Resonancia magnética nuclear coronal en secuen-
cia de densidad protdnica con saturacién grasa. La flecha sefia-
la la lesion, que se extiende hasta contactar con la fascia plan-
tar (y sobrepasarla), y contacta focalmente con el tendén flexor
del tercer dedo.

Caso 2

Var6n de 63 anos. Consulta en junio 2017 por una
lesion de 3 cm en la planta del pie de mas de 10
meses de evolucion, muy dolorosa, que le impi-
de la deambulacion (fig. 4). Se le habia realizado
una biopsia cuatro meses antes, que solo demos-
tré necrosis y tejido de granulaciéon. Una nueva
biopsia amplia y profunda fue informada como
carcinoma cuniculatum (fig. 5). En la ecografia,
se apreciaba un engrosamiento cutaneo y un area
hipoecoica anfractuosa subcutanea de 3,2 x 1,6 x
1,7 cm, que alcanzaba en profundidad la fascia
plantar. Fue intervenido por cirugia plastica, que
realiz6 una extirpacion con 1 cm de margen. Sin
recidiva hasta la fecha tras dos anos y medio de
seguimiento.
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Figura 4. Lesion dolorosa de 10 meses de evolucion en el ante-
pié izquierdo, de 3 cm, de superficie abollonada no verruco-
sa, con orificios de aspecto fistuloso. Se aprecia exudacion y
focos de queratina en los orificios.

N o8 I SRR : :
Figura 5. Proliferacién epitelial de queratinocitos bien dife-
renciados, que penetra invaginandose y formando estructu-
ras pseudoquisticas (He 2x).

RECUERDO HISTORICO

El carcinoma cuniculatum fue descrito por prime-
ravez en 1954 por el cirujano britanico Aird, como
una variante poco frecuente de carcinoma epi-
dermoide!. En el articulo original, se describen
tres casos de pacientes (dos casos propios y un
espécimen de museo) con lesiones similares en
la planta del pie, que se describen clinicamente

como «una masa bulbosa cubierta de piel con sinus
y orificios, de consistencia blanda, y por la que, a
la presion, drenaba material similar al sebo».
Histol6gicamente, las lesiones presentaban un
peculiar patrén arquitectonico de crecimiento
en profundidad, formando canales y fistulas inter-
conectadas, que «recuerdan a las estructuras de
las madrigueras de los conejos»!%. El epitelio que
recubria los sinus era hiperplasico e irregular, pero
bien diferenciado y de aspecto no neoplasico. Aird
utilizé el término «epitelioma» cuniculatum para
hacer referencia a que era una lesion que prove-
nia del epitelio.

Unos anos antes, el doctor Ackermann habia des-
crito el carcinoma verrucoso como una variedad
de carcinoma epidermoide de bajo grado, y es en
1976 cuando Brownstein y Shapiro consideran el
carcinoma cuniculatum como una variedad de car-
cinoma verrucoso?, lo que ha llevado a cierto gra-
do de confusion en la literatura, y dificulta la revi-
si6n de los casos descritos, ya que se han publicado
muchos articulos en los que se utiliza y se sigue uti-
lizando el término cuniculatum como sinonimo de
carcinoma verrucoso de localizacién plantar?.

Pero no todos los autores estan de acuerdo en
aceptar esta sinonimia, y defienden de forma razo-
nada que el auténtico carcinoma cuniculatum des-
crito por Aird es diferente del carcinoma verru-
coso, tanto clinica como histolégicamente®!%11,

Steffen, en el ano 2006, mas de 50 anos después
de la descripcion original, revisa de forma exten-
sa los casos publicados hasta la fecha de carcino-
ma cuniculatumy llega a la conclusion de que la
mayoria de los casos comunicados no se corres-
ponden con la descripcion original, y solo encuen-
tra uno o dos casos que cumplan de forma com-
pleta los criterios clinicos e histologicos de Aird.
Concluye en su articulo que es un tumor muy raro
y defiende reservar el término cuniculatum solo
para los tumores que se correspondan con la des-
cripcion original y denominar al resto simplemente
carcinomas verrucosos plantares?.

Kubik y Rhatigan, en 2012, también defienden
esta misma idea en su articulo «Carcinoma cuni-
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culatum: not a verrucous carcinoma», argumen-
tando que, aunque ambos son variantes de car-
cinoma escamoso de bajo grado, el carcinoma
cuniculatum descrito por Aird no es una lesion
verrucosal’.

Recientemente, Kunc y Biernat (2019) han vuel-
to a incidir en esta controversia y han propuesto
unos criterios diagnosticos histologicos basando-
se en la descripcion original de Aird!!.

Sin embargo, el significado clinico real de esta
controversia no parece crucial, ya que, al tratarse
ambos de carcinomas epidermoides de bajo gra-
do y bien diferenciados, el tratamiento y curso
clinico de ambas entidades (cuniculatum o verru-
coso) es similar!!.

GENERALIDADES
Su incidencia es desconocida. La gran mayoria
de los articulos publicados describen casos aisla-

dos, y las revisiones de casos de la literatura tie-
nen el factor de confusion de agrupar tumores
verrucosos con lo que podriamos llamar auténti-
cos cuniculatum. Miller et al., en su revision de 2001,
encuentran 162 casos de tumores verrucosos plan-
tares'?, mientras que Steffen, anos después, afir-
ma que, de los casos publicados, apenas uno o
maximo dos'® coinciden con lo descrito por Aird?.

Kao et al. publican en la revista Cancer en 1982
una revision con 46 casos propios (encontrados
en su base de datos de 1500 epidermoides e hiper-
plasias pseudoepiteliomatosas de manos o pies
diagnosticados entre 1950 y 1980) y 30 extraidos
de la revision de la literatura®. Ya se ha comenta-
do que, en 2001, Miller et al. publican dos casos
propios y hacen una revision de los carcinomas
verrucosos de pie publicados hasta la fecha en len-
gua inglesa (162 casos), aunque luego solo utili-
zan para su estadistica 65'? (tabla 1).

Tabla 1. Carcinoma cuniculatum/verrucoso plantar: caracteristicas de la mayor serie

y dos revisiones de casos

Casos propios?®

Revision de casos

Revision de casos hasta

hasta 19805 200112%*

N.0 de pacientes 46 30 60
Intervalo de edad [afos] 37-89 40-71 22-88
Media de edad [afos] 60 54 59
Sexo

Varén [n (%)] 39 (84) 23 (79) 42

Mujer [n (%)] 7 (16) 3 (21) 17

No conocido [n] - 4 -

Tiempo de evolucién

6 semanas-30 afios

3 meses-30 afos

No especificado

Media [afios] 4 - -
Tamafo [cm] 2-15 1-12 -
Media [cm] 4,5 - -
Localizacion
Pie [n (%)] 43 (93,4) 27 (90) 65 (100)*
Afectacion d6sea [n (%)] 5(10,8) 2 (5,7) No especificado

*Su serie se centra exclusivamente en carcinomas verrucosos del pie y excluye muchos de los 162 casos que revisa.
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De ambos estudios, se puede concluir que es
un tumor muy infrecuente que afecta en una
mayor proporcion a varones que a mujeres (2,5-
5,3:1) enla 5.* 0 6.* décadas de la vida>'>!*15, Miller
et al. describen un leve predominio del pie dere-
cho (55 %). Respecto a la raza, referida en 33 casos:
23 son blancos; 7, negros; 2, hispanos; y 1, poli-
nesio.

El tiempo de evolucion de la lesion varia de 6
semanas a 30 anos, con una media de 4 anos. El
tamano de la lesion oscila entre 2y 15 cm, con
una media de 4,5 cm.

La mayoria de las lesiones aparecen en el pie
en zonas de apoyo.

En su serie, Kao ¢t al. incluyen tres casos fuera
del pie: pierna, nalga y palma de la mano.

Se han descrito tumores similares en otras muco-
sas (oral y genital) y localizaciones anatémicas.

CLiNICA

Como se ha comentado, bajo el término cunicu-
latum, se han publicado casos de neoplasias de
localizacion plantar de aspecto verrucoso, fun-
goide o «similares a coliflores»%® (figs. 6, 7y 8).

Figura 6. Masa vegetante localizada en el antepié.

© 2014 Mariem Mohamed, Hichem Belhadjali.
Mohamed M, Belhadjali H. Carcinoma cuniculatum of the foot ari-
sing on plantar callus. Pan Afr Med J. 2014;18:306.

Figura 7. Lesion exofitica y de superficie verrucosa e hiper-
queratosica localizada en el talon.

© 2016 Wassila Boumlil y Fouzia Hali.

Boumlil W, Hali1 F. Carcinome cuniculatum de la plante. Pan Afr Med
J. 2016;24:92.

Figura 8. Lesion excrecente verrucosa de superficie hiperque-
ratdsica en el antepié.

© 2011 Virginia Sanz Motilva y Antonio Martorell Calatayud.

Sanz Motilva V, Martorell Calatayud A. Un varén con una lesién verru-
cosa en el pie... (carcinoma verrucoso, epitelioma cuniculatum). Mas
Dermatol. 2011;14:14-16.

Si nos atenemos a la descripcion original, el car-
cinoma cuniculatum es una lesion sobreelevada,
polilobulada, no verrucosa, que presenta una
superficie lisa levemente queratinizada, en la que
se observan orificios y sinus, por los que puede
drenar una exudacién maloliente (figs. 1y 4).
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Suelen ser lesiones de largo tiempo de evolu-
cion y dolorosas, que pueden dificultar la deam-
bulacién, tal y como ocurria en nuestros dos
casos®1%, frecuentemente, interpretadas como
verrugas plantares o callos que no responden al
tratamiento o se sobreinfectan®!516,

El diagnostico diferencial clinico se plantea con
verrugas viricas, callos, poromas, porocarcinomas,
queratoacantomas, sarcomas y melanomas ame-
lanoticos, entre otros!2.

La presencia de detritos y mal olor puede indu-
cir a sospechar causas infecciosas tanto bacteria-
nas como por otros microorganismos, y hay casos
descritos en que se ha interpretado la afectacion
6sea como una osteomielitis!*1°.

Se localiza en mas de un 90 % de los casos en la
planta del pie, aunque, como ya se ha comenta-
do, hay casos aislados en otras localizaciones como
la eminencia tenar, las nalgas o las piernas®>!H17,

La lesion crece en profundidad afectando a las
partes blandas y el hueso®!°.

HISTOLOGIA

La histologia muestra una proliferaciéon de que-
ratinocitos bien diferenciados de aspecto hiper-
plasico, pero no neoplasico. Presenta una arqui-
tectura caracteristica con invaginaciones tumorales
que penetran en profundidad alcanzando partes
blandas e, incluso, hueso, formando trayectos fis-
tulosos interconectados que remedan las «madri-
gueras de los conejos». El término cuniculatum,
de hecho, en latin significa «con forma de tubo
o canal».

Los queratinocitos tienen un aspecto maduro
con escasos focos de atipia celular, muy raras mito-
sis, sin pleomorfismo!#5. La presencia de anapla-
sia debe sugerir el diagnéstico de un verdadero
carcinoma epidermoide.

El diagnéstico diferencial histologico se plan-
tea con la hiperplasia pseudoepiteliomatosa y las
hiperplasias epidérmicas reactivas a infecciones,
tlceras o traumatismos. También se incluyen en
el diagnostico diferencial las verrugas viricas gigan-
tes y el queratoacantomad.

Mas Dermatol. 2020;31:4-11
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Como se ha comentado, Kunc y Biernat han pro-
puesto unos criterios para poder diagnosticar el
carcinoma cuniculatum tal y como lo describi6 Aird,
remarcando que es una tumoracion sobreeleva-
da, la ausencia de proliferacion verrucosa, la pre-
sencia de orificios y sinus recubiertos por un epi-
telio de aspecto no neoplasico, con criptas rellenas
de laminas de queratina, con paraqueratosis ais-
lada y con un estroma edematoso y mixoide!l.

DIAGNOSTICO

El diagnéstico es dificil y es habitual que se retra-
se varios meses —y, habitualmente, anos—, ya que,
inicialmente, pueden confundirse con verrugas
plantares, callos'®, infecciones, osteomielitis!*1°
o ulceras diabéticas”!%?2. El tiempo medio hasta
el diagnostico fue de 13 anos en un estudio y de
16 anos en otra serie de casos'.

El diagnostico precisa de un anatomopatologo
experto, de una buena comunicacién entre clini-
cos y anatomopato6logos y de una adecuada corre-
lacion clinico-histologica. Se han publicado muchos
casos que han requerido mas de una biopsia, tal
y como ocurrié en uno de nuestros casos, ya que,
al tratarse de una proliferacion de queratinoci-
tos bien diferenciados, una biopsia superficial pue-
de no ser concluyente. Por lo tanto, todos los auto-
res coinciden en aconsejar realizar biopsias
incisionales amplias y profundas!%!2141621.2324

PRUEBAS DE IMAGEN

Los casos publicados mds recientes han utilizado
como prueba de imagen la RM, y aconsejan su uso
por ser de gran ayuda a la hora de planificar la
cirugiat 71517,

Casos descritos con anterioridad al desarrollo
de Ia RM utilizaban la radiografia simple y, poste-
riormente, la tomografia axial computarizada
(TAC) para valorar la afectacion 6sea.

Aunque se considera un tumor de bajo grado
con agresividad solo local, se aconseja hacer un
examen clinico minucioso y buscar adenopatias.
En los distintos articulos revisados, se encuentran
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casos publicados en los que los autores han optado
por realizar pruebas mas generales para descar-
tar metdstasis a distancia, como ecografia gan-
glionar, abdominal'®, TAC' o PET-TAC!7 (tomo-
grafia por emision de positrones-TAC).

ETIOLOGIA

La causa se desconoce, pero se ha querido rela-
cionar con el traumatismo y microtraumatismo
repetido, con fenomenos inflamatorios cronicos
y con el VPH>!,

La gran mayoria de casos descritos se localizan
en el antepié y otras zonas de apoyo y roce, por
lo que se piensa que la irritacion mecanica créoni-
ca puede desempenar un papel importante!!. Se
han documentado casos desarrollados sobre cica-
trices?®, munones de amputacion y areas de que-
ratodermia'®. Algin autor ha planteado que se
podria desarrollar sobre callos de larga evolucién®
o verrugas?.

Respecto a la posible implicaciéon del VPH, los
resultados son poco consistentes y contradictorios.
Se ha descrito la coexistencia en el mismo pacien-
te de un carcinoma cuniculatum con verrugas vul-
gares clasicas y casos desarrollados sobre verru-
gas!22627_ Sin embargo, Kao ¢t al., en su serie de 1980,
no encuentran inclusiones ni particulas virales al
microscopio electronico, ni dcido desoxirribonu-
cleico del VPH®. Tampoco se ha detectado por inmu-
nohistoquimica en muchos casos publicados!>17:2,
Pero también se han comunicado casos con posi-
ble relacion con el VPH 2, 11, 16 y 1871920.2229,

Al considerar los datos expuestos, no debemos
olvidar la confusa agrupacion en los articulos de
verdaderos casos de cuniculatum con carcinomas
verrucosos, lo que dificulta extraer conclusiones.

Se ha publicado también un caso aparecido en
un paciente con artritis psoriasica en tratamien-
to con metotrexato y etanercept'®.

TRATAMIENTO
El tratamiento es quirtrgico. Se recomienda una
exéresis amplia con, al menos, 5 mm de margen

10

libre, ya que las exéresis incompletas se asocian a
frecuentes recidivas®. El cierre puede ser por segun-
da intencion, injertos o colgajos!*!>%. Hay casos
descritos tratados con cirugia de Mohs”3.

En aquellos casos en que el tumor invade el hue-
s0, se considera necesaria la amputacion®814.23.25,

La radioterapia de forma clasica se ha conside-
rado inapropiada por el posible riesgo de trans-
formacion de un carcinoma bien diferenciado en

uno anaplasico, de peor prondstico!>!4,

PRONOSTICO

El carcinoma cuniculatum se considera una varian-
te de carcinoma epidermoide de bajo grado con
agresividad local y muy bajo potencial metasta-
sico. Las metastasis son extremadamente raras,
aunque hay un caso recientemente publicado
de localizacion tenar con metastasis 6seas y gan-
glionares!”.

Kao et al. describen en su serie tres casos que
desarrollaron metdstasis ganglionares en un
periodo medio de dos anos. Miller ¢f al., en su
revision, encuentran dos casos mas: el descrito
por Owen et al. con afectacion ganglionar y pul-
monar, y el caso de McKee et al. con lesiones saté-
lites en una pierna y ganglionares. Miller et al. pos-
tulan que estos casos no se corresponden con
auténticos tumores verrucosos, sino con verdade-
ros carcinomas epidermoides'?.

Kao et al. aportan datos en su serie del segui-
miento de 26 de sus pacientes (de 1-19 anos), 16
de los cuales quedaron libres de enfermedad,
8 fallecieron por otras causas, 3 casos tuvieron recu-
rrencias locales (2 de ellos recurrencias multiples)
y 3 que desarrollaron las ya comentadas metasta-
sis ganglionares. No refieren ningtn caso de falle-
cimiento por enfermedad metastasica®.

Nuestros dos casos se encuentran libres de enfer-
medad 4y 2,5 anos después de la cirugia.

En cuanto al seguimiento, se recomienda reali-
zar revisiones clinicas semestrales durante, al
menos, 2 anos'4,
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MENSAJES CLAVE

El carcinoma cuniculaium es un tumor infrecuen-
te que debe incluirse en el diagnoéstico diferen-
cial de lesiones cronicas de evolucion torpida loca-
lizadas en la region plantar. Su diagnéstico suele
retrasarse, ya que es habitual que se confunda con
patologia banal o infecciosa.

Clinicamente, el auténtico cuniculatum es una
lesion no verrucosa, con orificios y sinus, que cre-
ce en profundidad. Pero, en la literatura, se ha
utilizado ampliamente el término cuniculatum
como sinénimo de carcinoma verrucoso plantar.

Afecta con mayor frecuencia a varones de mads
de 55 anos en zonas de apoyo.

El diagnéstico histolégico es dificil; requiere
un anatomopatologo experto, una adecuada corre-
lacion clinico-patolégica y biopsias amplias y pro-
fundas.
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