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Streszczenie
Aktywne hormonalnie guzy jajnika, wspdtistniejgac z cigzg, stanowic mogg problem diagnostyczno-terapeutyczny.
Przedstawiamy przypadek 28-letnigj pierwiastki,
w 21 tygodniu cigzy, ktora zgtosita sie do szpitala z rozlanymi bolami brzucha i z objawami wirylizacji. Przyczyng
dolegliwosci byt obustronnie wystepujacy, znacznych rozmiarow otoczkowiak zluteinizowany, produkujgcy testoste-
ron. Zastosowano leczenie operacyjne.
Po otwarciu jamy brzusznej, stwierdzono samoistne pekniecie torebki lewego guza. Wykonano obustronne usunie-
cie przydatkow. W efekcie podjetego leczenia dolegliwosci ustgpity, a cigze kontynuowano az do 38 tygodnia, kiedy
to urodzono cieciem cesarskim zdrowego noworodka pici zeriskiej bez cech wirylizacji.
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Abstract

Hormonally active, associated with pregnancy ovarian tumors can cause some diagnostic and therapeutic problems.
In the following work we present a 28-year-old primigravida in the 21st week of pregnancy who was admitted to
hospital with acute abdominal pain and virilizing symptoms. Bilateral luteinized thecoma of a considerable size,
secreting testosterone, was diagnosed and the woman received surgical treatment. During the operation a rupture
of the left tumor was discovered. Bilateral adnexectomy was performed. After the operation the symptoms subsided.

The pregnancy continued until 38 weeks gestation.

A normal female fetus without virilizing symptoms was delivered by caesarean section.
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Wstep

Nowotwory gonadalne stanowia najmniejsza (3-8%) grupe
pierwotnych nowotwordw jajnika [1, 2]. Spotyka si¢ je u kobiet
w roznym wieku, a poniewaz odtwarzaja struktury ukladu
dokrewnego gonady Zenskiej, moga by¢ aktywne hormonalnie.
Niezwykle rzadka postacia tych nowotworéw sa otoczkowiaki.
Odtwarzaja one strukturg¢ otoczki wewngtrznej pecherzyka
wzrastajacego 1 syntetyzuja glownie estrogeny. Zluteinizowane
formy thecomy w 11% przypadkéw wydzielaja androgeny [3].

Nieprawidlowa gospodarka hormonalna nie sprzyja
ptodnosci, stad opisy guzéw jajnika, produkujacych hormony
steroidowe 1 wspotwystgpujacych z ciaza, sa spotykane
nadzwyczaj rzadko.

Opis przypadku

Pacjentka J.P. lat 28, pierwiastka, w 21 tygodniu ciazy
przyjeta do szpitala z powodu utrzymujacego si¢ od kilku dni
silnego bdlu brzucha.

Wywiad: Chora podata, Ze przed kilkoma tygodniami
spostrzegla nadmierne owlosienie twarzy. Zauwazyla tez zmiang
barwy glosu. Jeden raz byta hospitalizowana w 9. tygodniu ciazy,
z powodu zagrazajacego poronienia.W wykonanym wowczas
badaniu USG nie opisano patologii w obrgbie przydatkow.
Pacjentka nie zglaszata przebytych istotnych choréb.

Przedmiotowo: Chora w dobrym stanie ogdélnym. Twarz
okragla, skora lojotokowa z tradzikiem, mocno przerzedzone
owlosienie glowy, szczegdlnie okolicy czolowo-ciemieniowe;.
Niska barwa glosu. Obecne owlosienie okolicy podbrodka,
policzkow, wargi gornej. Nadmierne owlosienie stwierdzono
tez na udach, szczegdlnie na wewngtrznej ich powierzchni
i w okolicy krzyzowej. Mocne owlosienie tonowe i wzdhz
kresy biatej. Nasilenie hirsutyzmu w skali Ferimana i Gallweya
oceniono na 27 punktow.

W badaniu ginekologicznym zewngtrznym stwierdzono:
Trzon macicy dnem siggajacy potowy odleglosci migdzy
pepkiem a wyrostkiem mieczykowatym, o prawidtowym napigciu
podstawowym. Po stronie lewej w nadbrzuszu, badalny guz
siggajacy lewego tuku zebrowego. Zewngtrzne narzady plciowe
prawidlowo zbudowane, fechtaczka niepowigkszona.

We wziernikach: $ciany pochwy gladkie, szyjki macicy nie
uwidoczniono.

W badaniu wewngtrznym: Zatoke¢ Douglasa w catosci
wypetnial migkki guz, unoszacy szyjke¢ macicy powyzej dolnego
brzegu spojenia fonowego.
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W badaniu USG stwierdzono: W macicy — prawidtowo roz-
wijajacy si¢ ptod pici zenskiej. W nadbrzuszu lewym obecny
owalny, dobrze ograniczony, przewaznie normoechogeniczny
guz o wymiarach 15x7cm.W jego gérnym biegunie przestrzen
0 zmniejszonej echogeniczno$ci 3x2cm. Drugi guz o podobne;j
budowie (Srednica 9cm) potozony byt za macica, w miednicy
malej. W jego czgsci centralnej rowniez obecne byly przestrzenie
0 zmniejszonej echogenicznosci. W jamie otrzewnowej zauwa-
zono niewielka ilo$§¢ wolnego ptynu. Badanie MRI potwierdzito
obecnos¢ dwoch guzowatych struktur. Jako rozpoznanie klinicz-
ne sugerowano migs$niaki podsurowicowkowe ze zmianami zwy-
rodnieniowymi.

W  badaniach laboratoryjnych stwierdzono obecno$é
podwyzszonych wykladnikow zapalnych: CRP 182,7mg/l
(norma 0,0-10,0), leukocytoza 17000 (norma 4000-11000).
Pozostate badania to: D-dimery 6843,22ng/ml (warto$ci
referencyjne ponizej 500), antytrombina III 75% (norma 75-125),
test etanolowy dodatni, a ponadto wartos¢ Ca-125 podwyzszona
do 256,561U/ml (norma 0,0-37,0), testosteron catkowity powyzej
15,00ng/ml (norma 0,06-0,80), testosteronu wolnego i SHBG nie
oznaczano. DHEA-S 190,40ug/dl (norma 89,8-340), FSH, LH
mniej niz 0,100mIU/ml.

Biorac pod uwage obraz kliniczny i wyniki badan laborato-
ryjnych, podejrzewano obecnos¢ powiklanej postaci guza jajnika
produkujacego testosteron. Poproszono wigc o opini¢ endokry-
nologiczna. Konsultujacy chora specjalista, podtrzymal przedsta-
wiong koncepcjg rozpoznania wstepnego.

W zwiazku z narastajacymi dolegliwo$ciami bolowymi,
znacznymi rozmiarami guzow, szybkim tempem ich wzrastania,
niejednorodna budowa w obrazie USG oraz wodobrzuszem pod-
jeto decyzje o laparotomii.

Jamg brzuszna otwarto z cigcia posrodkowego dolnego
z przedluzeniem powyzej pgpka. Po otwarciu w jamie otrzew-
nowej stwierdzono krwisty ptyn w ilosci okotol litra, ktoéry ode-
ssano 1 wystano do oceny cytologicznej. Miejsce obu jajnikow
zajmowaty lite, migkkie guzy koloru szarego. (Fot. 1).

Lewy mial pgknigta torebke na dtugosci ok. 4cm. Z jego wng-
trza wylewaly sig zotte masy tkankowe. Na przekroju zbudowany
byt z dwoch czgsci. Laczny wymiar guza wynosit 17x9x9cm. Po
odcigciu, wystano go do badania srédoperacyjnego.

Wynik badania: guz pochodzacy ze sznuréw piciowych —
androblastoma; w plynie z jamy otrzewnowej nie stwierdzono
komorek nowotworowych.
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poloznictwo

Cigza powikiana obustronnym zluteinizowanym otoczkowiakiem - opis przypadku.

Kontynuujac operacjg, uwolniono ze zrostéw i wytoczo-
no zaklinowany za macica, guz jajnika prawego, o wymiarach
17x10x11ecm. W trakcie preparowania wystapily przejsciowe
problemy z hemostaza. Chorej przetoczono 2 jednostki koncen-
tratu krwinek czerwonych. Biorac pod uwagg identyczny wyglad,
podobnie duzy rozmiar guza, po konsultacji z patologiem podjgto
decyzje¢ o wykonaniu obustronnej adnexectomii.

Chorej w okresie pooperacyjnym podawano tokoli-
tycznie siarczan magnezu 0,2g/ml, Fraxiparyng 0,3 i leki
przeciwbdlowe.W pierwszej i trzeciej dobie pooperacyjnej wy-
konano potoznicze USG, w ktéorym stwierdzono prawidlowy
obraz cigzy 22-tygodniowej. Testosteron catkowity oznaczono
w trzeciej dobie pooperacyjnej. Jego warto$¢ miescita si¢ w gra-
nicach normy i taki juz pozostat do konca ciazy.

Ostateczny wynik badania histopatologicznego: Luteinized
thecoma w obu jajnikach. W utkaniu obu guzéw, w rozrosnig-
tym stromalnym podscielisku obecne liczne rozproszone komor-
ki zluteinizowane, pola martwicy oraz zakrzepy w naczyniach.
(Fot. 2, 3).

W badaniu immunohistochemicznym reakcja na obecnosé
vimentyny dodatnia. Nie potwierdzono za$ obecnosci desminy.
Barwienie na obecno$¢ lipidow dodatnie. W przebadanych
preparatach nie stwierdzono obecnosci krystaloidow Reinkego.
Utkanie nowotworowe zajmowato cala strukturg obu jajnikow.

Chora wypisano do domu w 12 dobie pooperacyjnej. W ciagu
kolejnych miesigcy cigza rozwijala si¢ prawidtowo. Nadzor nad
nig prowadzony byl ambulatoryjnie wedlug zalecen Polskiego
Towarzystwa Ginekologicznego.

Pacjentkg rozwigzano cigciem cesarskim w 38 tygodniu
ciazy z powodu matowodzia i potozenia miednicowego ptodu.
Kiedy $rodoperacyjnie dokonano inspekcji jamy brzusznej, nie
stwierdzono jakichkolwiek zmian makroskopowych. Urodzono
zdrowy ptod plci zenskiej, wagi 2800g, bez cech wirylizacji.
W czwartej dobie potogu matka i dziecko opuscili szpital.

Dyskusja

Termin luteinizing thecoma po raz pierwszy zastosowali
w 1954 r. Burslem, Langley i Woodcock dla opisu widkniakowa-
tego guza jajnika, zawierajacego komorki luteinowe [4]. Zhang,
objasniajac naturg histopatologiczna zluteinizowanych otoczko-
wiakow, rezerwuje ten termin raczej dla wiokniakow niz otocz-
kowiakéw jajnika, majacych zdolnosci endokrynne [3]. Z 46
przebadanych przez niego zluteinizowanych otoczkowiakow,
50% produkowalo estrogeny, 11% androgeny. W pozostatych
przypadkach nie stwierdzono klinicznych objawow aktywnos$ci
hormonalnej [3].

Przegladajac polskie piSmiennictwo odnaleziono opis
ciazy powiktanej otoczkowiakiem, przedstawiony przez Haling
Szadujkis-Lincel i Albina Orczykowskiego. Pracg opublikowata
Ginekologia Polska w 1968r.

W bazie PubMed odnaleziono trzy inne opisy ciazy
powiktanej zluteinizowanym otoczkowiakiem [6, 7, 8]. Praca
pochodzaca z 1973r. zawiera opis ciazy powiklanej pgknigciem
otoczkowiaka. Jej autor podal, ze w calej dotychczasowej
literaturze medycznej brytyjskiej i amerykanskiej odnalazt 11
opisOw wspotwystgpowania otoczkowiaka i ciazy [9]. Literatura
donosi o 0,3% udziale otoczkowiakow wsréd wszystkich
nowotworow jajnika wiktajacych ciazg [10]. Przytoczone dane
$wiadcza o rzadkosci tej patologii.
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Fot. 3.
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Zluteinizowany otoczkowiak moze wystgpowaé u kobiet
w kazdym wieku. Jednak w 30% dotyczy kobiet ponizej 30 roku
zycia, stad obecne sa w literaturze opisy przypadkow cigzarnych,
u ktérych stwierdzano ten typ nowotworu [5, 6, 7, 8]. Zhang pisze
o szesciu takich cigzarnych pacjentkach, z ktorych dwie prezen-
towaly objawy wirylizacji [3]. W dostgpnym piSmiennictwie nie
znaleziono opisu wirylizacji ptédow zenskich, urodzonych z ma-
tek z hipertestosteronemia wywotang endokrynng aktywno$cia
otoczkowiaka zluteinizowanego.

Omawiany nowotwor zwykle jest tagodny, osiaga $rednicg
od kilku milimetréow do kilkunastu centymetrow ($rednio okoto
6cm). Na ogot wystepuje jednostronnie. Moze by¢ w formie oto-
rebkowanej lub zajmowac calq strukture jajnika, nie pozostawia-
jac w nim tkanki zdrowej [3]. Moze towarzyszy¢ mu obecnos¢
wolnego ptynu w jamie otrzewnowej [5, 6, 7, 8].

Z uwagi na aktywnos¢ hormonalna, guzy te moga dawac
rézny obraz kliniczny, utrudniajac rozpoznanie. Ich diagnostyka
jest szczegolnie trudna w czasie cigzy 1 wymaga roéznicowania
z mig$niakami, nowotworami ztosliwymi jajnika czy innymi gu-
zami aktywnymi hormonalnie. Nalezy wzia¢ pod uwagg czyn-
ne hormonalnie i wzrastajace nieraz do duzych rozmiaréw guzy
ciatka zoltego pregnancy luteoma [11]. Jest to istotne, poniewaz
zmiany te na ogo6l nie wymagaja interwencji chirurgicznej, zani-
kaja z chwila ustania trofoblastycznej stymulacji hCG.

Wspolistnienie z ciaza guzow jajnika o wymiarach wigkszych
niz 6cm stwarza tez inne zagrozenia takie jak: skret, krwawienie
do guza lub jego peknigcie, dokuczliwe bole. Moga tez stanowic
przeszkodg porodowa [12]. Skrecenie szypuly jest powiktaniem
dotyczacym

15-20% przypadkoéw, natomiast peknigeie guza ma zwiazek
z jego wymiarem i szczegolnie czgsto zdarza si¢ w trakcie porodu
[6]. Donoszono o dramatycznych przypadkach pgknigcia guzow
z towarzyszacymi krwotokami. Znaczna ich czg$¢ konczyta
si¢ zgonem matek, badz trwatymi uszkodzeniami lub zgonem
ptodow i noworodkow [9].

Wnioskowanie na podstawie objawow  klinicznych
o ztosliwo$ci guza w czasie ciazy jest trudne. Wedlug autorow
opisujacych nowotwory tego typu, o ich zto§liwym charakterze
swiadczy¢é moga: szybki wzrost, ztozona struktura w obrazie
ultrasonograficznym, rozmiary guza wigksze niz 8cm,
obecnos¢ wolnego ptynu w jamie otrzewnowej oraz obustronne
wystgpowanie zmian [13, 14]. W przedstawionym przez nas
przypadku wystapity wszystkie opisane wyzej cechy.

Warto zauwazy¢, ze w wielu stanach towarzyszacych ciazy
marker Ca-125 ma podwyzszone wartosci, dlatego jego wynik nie
moze by¢ wiazacy przy diagnozowaniu tych kobiet [6, 8, 10].

Na obecnym poziomie wiedzy, wielu autoréw jest zdania,
by guzy jajnikowe niejasnego charakteru lub przetrwate powyzej
16. tygodnia ciazy, o wymiarze przekraczajacym 6cm, leczy¢
operacyjnie. Pozwala to unikna¢ pdzniejszych operacji w trybie
naglym, co zdarza si¢ w 28% przypadkéw i pogarsza wyniki
leczenia[12]. Najodpowiedniejszym okresem do przeprowadzenia
operacji jest drugi trymestr ciazy [10, 12].

Wyjatkowos$¢ opisanego przez nas przypadku, polega
na wspolistnieniu z cigza ogromnego, zluteinizowanego,
obustronnego otoczkowiaka, ktory zajmowat cala strukurg obu
jajnikow. Dodatkowym zagrozeniem byl peknigty lewy guz.
W $wietle opisanych faktow, przeprowadzone leczenie operacyjne
bylo postepowaniem z wyboru i zakonczyto si¢ powodzeniem.
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Podsumowanie

Opisany  przypadek  wskazuje na  konieczno$¢
zwracania uwagi na zjawisko postgpujacej w czasie ciazy
wirylizacji jako potencjalnej manifestacji guza hormonalnie
czynnego.W przypadku nowotworu produkujacego estrogeny,
diagnostyka i rozpoznanie moga by¢ trudniejsze i bardziej
oddalone w czasie.W obu przypadkach, poza badaniem
klinicznym 1 oznaczaniem hormondw, istotnym dla diagnostyki
jest takze badanie obrazowe.
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