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论　著

[摘要]　目的　报道5例原发性卵巢甲状腺肿类癌的临床病理特征及

治疗方式并进行文献复习，以提高对该病的认识。方法　回顾性分析2009

年1月－2020年12月浙江大学医学院附属金华医院收治的3例及东阳市人民

医院收治的2例原发性卵巢甲状腺肿类癌患者的临床资料、镜下形态、免

疫组织化学表型。结合文献报道的28例患者，总结原发性卵巢甲状腺肿类

癌的临床病理特点及治疗方式。结果　例1和例5为原发性卵巢甲状腺肿类

癌，例2和例4为原发性卵巢甲状腺肿类癌合并囊性畸胎瘤(其中例2尚伴黏

液型类癌)，例3为原发性卵巢甲状腺肿类癌伴黏液型类癌。5例患者甲状

腺肿类癌的甲状腺滤泡成分免疫组织化学染色均呈甲状腺标记物阳性，类

癌成分免疫组织化学染色均呈神经内分泌标记物及生长抑素受体2(SSTR2)

阳性，例2和例3中黏液型类癌均呈突触素(Syn)阳性、嗜铬素A(Cg A)阳

性、CDX2阳性。5例患者肿瘤Ki-67增殖指数均<2%。此外，5例患者的甲

状腺滤泡不同程度地表达神经内分泌标记物。4例术后随访未发现肿瘤复

发转移，1例失访。在PubMed和SEER数据库分别检索了1971－2021年和

1988－2011年报道的原发性卵巢甲状腺肿类癌病例，共28例，患者平均年

龄分别为51岁和46岁，除1例出现淋巴结转移和1例死亡外，其余在随访期

间均未发现肿瘤复发转移。结论　原发性卵巢甲状腺肿类癌是一种罕见的

卵巢肿瘤，部分病例可伴囊性畸胎瘤及黏液型类癌，常缺少典型的临床表

现，病理取材及诊断时应避免漏诊。Ⅰ期患者可选择保留更多脏器功能的

手术方式，预后较好，但需长期随访以排除复发及隐匿转移。

[关键词]　卵巢肿瘤；甲状腺肿类癌；神经内分泌肿瘤
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[Abstract]　Objective　To report the clinicopathological features and treatment of 5 cases of primary ovarian strumal 

carcinoid and review the literature for improving the understanding to this disease. Methods　The clinical data of 5 cases of primary 

ovarian strumal carcinoid collected in the Affiliated Jinhua Hospital, Zhejiang University School of Medicine (3 cases) and Dongyang 

People's Hospital (2 cases) from January 2009 to December 2020, and retrospectively analyzed by clinical features, microscopic 

appearance and immunohistochemical stains. The clinicopathological features and treatment methods of primary ovarian strumal 

carcinoid were summarized based on combined literature reports and retrieval of relevant literature databases of 28 patients. Results

　Case 1 and case 5 were primary ovarian strumal carcinoid, case 2 and case 4 were primary ovarian strumal carcinoid mixed with 
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cystic teratoma. In addition, mucinous carcinoid was also seen in case 2. Case 3 was primary ovarian strumal carcinoid mixed with 

mucinous carcinoid. Immunohistochemical found the thyroid follicles of all the 5 cases were positive for thyroid markers, the 

carcinoid components were positive for neuroendocrine markers and somatostatin receptor 2 (SSTR2). Mucinous carcinoid of both 

case 2 and case 3 were positive for synaptophysin (Syn), chromogranin A (CgA) and caudal type homeobox transcription factor 2 

(CDX2). The Ki-67 proliferation index of all the 5 cases were less than 2%. In addition, the thyroid follicles of 5 cases also showed 

different levels of expression for neuroendocrine markers. During follow-up, 4 cases showed no recurrence or metastasis, and one 

case lost. A total of 28 cases of primary ovarian strumal carcinoid were searched in PubMed from 1971 to 2021 and SEER database 

from 1988 to 2011. The mean age of the patients was 51 and 46 years old. Except for one case of lymph node metastasis and one 

case of death, no tumor recurrence and metastasis were found during follow-up. Conclusions　Primary ovarian strumal carcinoid 

is a kind of rare ovarian tumor. Some cases can be mixed with cystic teratoma and mucinous carcinoid. The patients often show no 

typical clinical symptoms. Missed diagnosis should be avoided during pathological sampling and diagnosis. Surgical methods that 

retain more organ functions are recommended in stage Ⅰ patients. The prognosis is generally excellent but long-term follow-up is 

needed to exclude recurrence and occult metastasis.

[Key words]　ovarian tumor; strumal carcinoid; neuroendocrine tumor

卵巢是女性肿瘤的好发部位之一，原发性卵

巢肿瘤占女性生殖系统附件肿瘤的2/3[1]。原发性

卵巢类癌是一种极为少见的肿瘤，占所有类癌的

0.5%~1.7%[2]，可分为4种组织学类型：岛状类癌、

梁状类癌、黏液型类癌和甲状腺肿类癌。卵巢甲状

腺肿类癌(ovarian strumal carcinoid，OSC)较罕见，

临床病理资料相对匮乏。现收集2009－2020年收治

的5例原发性OSC病例，分析其临床病理特征，并

进行相关文献复习，以加强对此该的认知。

1　病例资料

1.1　一般资料　通过浙江大学医学院附属金华医

院及东阳市人民医院病理工作站(版本号分别为

EW-PIS和IEIS-GM)，收集2009年1月－2020年12月

浙江大学医学院附属金华医院收治的3例及东阳市

人民医院收治的2例OSC患者的临床资料。诊断标

准为经病理形态学及免疫组织化学证实由不同比例

甲状腺及类癌成分组成的卵巢肿瘤。经光镜下观

察，总结肿瘤的形态学特点。采用EnVision二步法

进行免疫组织化学染色分析，明确肿瘤免疫表型。

此外，对患者的临床症状及复诊情况进行电话随

访，末次随访时间为2021年7月。本组5例OSC患者

年龄为33~67岁，平均47岁，3例出现临床症状，1
例出现肿瘤标志物升高，甲状腺激素除1例未测外

余4例均正常。术后FIGO分期均为Ⅰ期；病理结果

提示例1和例5为OSC，例2和例4为OSC合并囊性畸

胎瘤(其中例2尚伴黏液型类癌)，例3为OSC伴黏液

型类癌。详细的临床病理资料见表1。

表1　5例OSC患者的临床病理资料

Tab.1　Clinical pathological data of 5 OSC patients

项目 例1 例2 例3 例4 例5

年龄(岁) 42 33 67 42 50

孕产史 孕4产2 孕3产2 孕3产1 孕2产1 孕4产3

临床症状 腹痛 无 头晕 无 腹痛

血清肿瘤标志物 正常 正常 CA125升高(44.2 U/ml) 正常 正常

血清甲状腺激素 正常 未测 正常 正常 正常

影像学检查 右附件区占位，考
虑阔韧带肌瘤

双侧附件占位，首
先考虑畸胎瘤

盆腔左侧占位，孤立
性纤维瘤可能

双侧卵巢混合性回声
团，畸胎瘤可能

右卵巢囊性高回声
团，考虑畸胎瘤

术前诊断 子宫阔韧带肌瘤 卵巢畸胎瘤 盆腔肿物 双侧卵巢畸胎瘤 卵巢畸胎瘤

手术方式 子宫全切+双附件切
除+大网膜部分切除
+阑尾切除+腹主动
脉旁淋巴结活检术

双侧卵巢肿瘤剥除
术

子宫全切+双附件切除
+大网膜部分切除+盆
腔、腹主动脉旁淋巴
结清扫术

子宫全切+双附件切除
+大网膜部分切除术

子宫全切+双附件切除
+大网膜部分切除术

FIGO分期 Ⅰ期 Ⅰ期 Ⅰ期 Ⅰ期 Ⅰ期

术后病理诊断 右卵巢甲状腺肿类
癌

左卵巢甲状腺肿类
癌伴黏液型类癌合
并双侧囊性畸胎瘤

左卵巢甲状腺肿类癌
伴黏液型类癌

右卵巢甲状腺肿类癌
合并双侧囊性畸胎瘤

右卵巢甲状腺肿类癌

是否术后化疗 否 否 是(1次) 是(5次) 否

随访时间 7年5个月 3年1个月 1年5个月 3年10个月 失访

是否复发 否 否 否 否 未知

　　OSC. 卵巢甲状腺肿类癌；CA125. 糖类抗原125；FIGO. 国际妇产科联盟
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1 . 2　临床特点　5例患者均有孕产史，2例伴腹

痛，1例伴头晕。术前B超或磁共振检查均可见

附件区肿块，3例考虑畸胎瘤，1例考虑阔韧带肌

瘤，1例考虑孤立性纤维瘤。1例术前血清肿瘤标

志物示糖类抗原125(CA125)升高至44.2 U/ml(参考

值：<35 U/ml)，术后3个月复查血清肿瘤标志物示

CA125恢复正常，余4例术前血清肿瘤标志物均正

常。4例血清甲状腺激素均正常，1例术前未行该

检查。临床分期采用国际妇产科联盟(International 
Federation of Gynecology and Obstetrics，FIGO)2014
分期。

1.3　治疗方式　3例行术中冷冻病理检查，其中例

1和例3提示卵巢恶性肿瘤，例1行子宫全切+双附件

切除+大网膜部分切除+阑尾切除+腹主动脉旁淋巴

结活检术，例3行子宫全切+双附件切除+大网膜部

分切除+盆腔、腹主动脉旁淋巴结清扫术；例5提示

卵巢单胚层畸胎瘤(甲状腺组织)伴部分上皮不典型

增生，行子宫全切+双附件切除+大网膜部分切除

术。例2和例4行卵巢肿瘤剥除术，其中例4在常规

病理明确诊断后追加子宫全切+双附件切除+大网膜

部分切除术，例2未行追加手术。术后例3予依托泊

苷+顺铂方案化疗1次，例4予长春新碱+顺铂+博莱

霉素方案化疗5次。

1.4　术后病理检查

1.4.1　巨检结果　例1、例3和例5均为单侧卵巢病

变，为灰白色、质中等的实性结节，肉眼未发现囊

性畸胎瘤成分，均予全部取材。例2和例4为双侧卵

巢病变，双侧均可见囊性畸胎瘤成分，内含牙齿、

毛发及皮脂样物，例2囊内壁另见一灰黄结节，直

径0.5 cm，均予全部取材。

1.4.2　HE染色结果　例1和例5：肿瘤由甲状腺滤

泡、梁状类癌和岛状类癌三种成分相互交错生长组

成。例2和例4：肿瘤由OSC合并囊性畸胎瘤组成，

OSC由甲状腺滤泡及梁状类癌混合而成，囊性畸胎

瘤主要由成熟角化的鳞状上皮、皮肤附属器、脂肪

组织等组成，例2尚可见黏液型类癌。例3：肿瘤由

甲状腺滤泡、梁状类癌、岛状类癌及黏液型类癌组

成。5例OSC的镜下图像见图1。
1.4.3　免疫组织化学染色结果　5例肿瘤的Ki-67增
殖指数均<2%。甲状腺滤泡成分中的甲状腺转录因

子1(TTF1)、配对盒基因8(Pax-8)、甲状腺球蛋白

(TG)阳性；类癌成分中的嗜铬素A(CgA)、神经元

特异性烯醇化酶(NSE)、突触素(Syn)、神经细胞黏

附分子(CD56)、生长抑素受体2(SSTR2)阳性且甲

状腺滤泡出现不同程度的神经内分泌标记物交叉表

达。5例免疫组织化学染色具体表达情况见表2，染

色情况见图2。

表2　5例OSC患者的免疫组织化学染色结果

Tab.2　The immunohistorychemical expression of 5 OSC 

patients

抗体 例1 例2 例3 例4 例5

TTF1

甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+)

类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–)

– 黏液腺(–) 黏液腺(–) – –

Pax-8

甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+)

类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–)

– 黏液腺(–) 黏液腺(–) – –

TG

甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+)

类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–)

– 黏液腺(–) 黏液腺(–) – –

NSE

甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–)

类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+)

– 黏液腺(+) 黏液腺(–) – –

Syn

甲状腺(+) 甲状腺(–) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(+)

类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+)

– 黏液腺(+) 黏液腺(+) – –

CD56

甲状腺(–) 甲状腺(+) 甲状腺(+) 甲状腺(–) 甲状腺(–)

类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+)

– 黏液腺(+) 黏液腺(–) – –

CgA

甲状腺(+) 甲状腺(–) 甲状腺(+) 甲状腺(–) 甲状腺(–)

类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+)

– 黏液腺(+) 黏液腺(+) – –

CDX2

甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–)

类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–) 类癌(–)

– 黏液腺(+) 黏液腺(+) – –

SSTR2

甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–) 甲状腺(–)

类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+) 类癌(+)

– 黏液腺(–) 黏液腺(–) – –

Ki-67 1% <1% 1% <2% <2%

　　OSC. 卵巢甲状腺肿类癌；TTF1. 甲状腺转录因子1；Pax-

8. 配对盒基因8；TG. 甲状腺球蛋白；NSE.神经元特异性烯醇化

酶；Syn. 突触素；CD56. 神经细胞黏附分子；CgA. 嗜铬素A；

CDX2. 尾型同源盒转录因子2；SSTR2. 生长抑素受体2；Ki-67. 肿

瘤细胞增殖指数；“–”示无数据

2　文献检索与复习

在PubMed以“str umal  carc inoid”为关键词

进行检索，共检索到相关文献81篇，时间跨度为

1971－2021年，获取全文后筛选出21篇[1-21]，共包

含23例患者，年龄24~74岁，平均51岁，5例出现症

状，其中3例出现腹痛，考虑可能与类癌综合征相

关。5例出现血清肿瘤标志物升高。临床分期：20
例为Ⅰ期，3例为Ⅲ期。23例患者术后均未行放化

疗。术后病理均为OSC，11例伴囊性畸胎瘤，其中

1例尚伴黏液性囊腺瘤，1例尚伴囊性淋巴管瘤；

12例不伴囊性畸胎瘤，其中2例伴黏液型类癌。随
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图1　5例OSC的病理形态(HE)

Fig.1　Pathological section morphology of 5 OSC patients (HE staining)
　　OSC. 卵巢甲状腺肿类癌。例1：A. OSC由甲状腺滤泡与类癌交错混合组成(×40)；B. 梁状类癌的肿瘤细胞排列成小梁状、柱状

(×100)；C. 岛状类癌的肿瘤细胞排列成巢状、腺泡状(×100)；D. 梁状类癌与岛状类癌混合区(×40)。例2：A. 成熟性囊性畸胎瘤成

分，包括皮脂腺、成熟鳞状上皮与脂肪组织(×40)；B. 成熟性囊性畸胎瘤成分，包括神经胶质与脉络丛组织(×40)；C. OSC由甲状腺

滤泡与梁状类癌交错混合组成(×100)；D. 黏液型类癌的黏液细胞与细胞外黏液(×100)。例3：A. OSC由甲状腺滤泡与类癌两种成分

组成(×100)；B. 梁状类癌呈小梁状、索状排列(×100)；C. 岛状类癌呈岛状、片状分布(×100)；D. 甲状腺肿类癌周围见由黏液腺组

成的黏液型类癌(×100)。例4：A. 肿瘤由成熟性囊性畸胎瘤及OSC两种成分组成(×40)；B. 成熟性囊性畸胎瘤成分，包括汗腺与脂肪

组织(×100)；C. OSC由甲状腺滤泡与类癌两种成分组成(×100)；D. 类癌呈小梁状、索状排列(×100). 例5：A. OSC由甲状腺滤泡与

类癌交错混合组成(×100)；B. OSC的甲状腺滤泡成分(×200)；C. OSC的类癌成分(×200)；D. 类癌细胞胞质丰富、嗜酸性，细胞核

分裂象罕见(×400)

A B C D

例
1

A B C D

例
2

A B C D

例
3

A B C D

例
4

A B C D

例
5

访时间为3个月~30年，1例在30年后出现腹主动脉

旁淋巴结转移，其余在随访期内均未发现复发或

转移。此外，在The Surveillance, Epidemiology, and 
End Results(SEER)数据库获得研究数据访问权限

(检索账号：10066-Nov2020)，使用SEER Stat版本

8.3.5(http://seer.cancer.gov/seerstat)检索所有被诊

断为OSC的患者，共找到5例OSC病例，时间跨度

为1988－2011年，患者确诊年龄36~53岁，平均46
岁，随访时间5年8个月~19年4个月，5例中有1例因

OSC在8年2个月后死亡，1例因其他原因在19年4个
月后死亡。所有纳入患者的临床特征见表3。

3　讨　　论

OSC约占原发性卵巢类癌的40%[22]。本组中例

2和例3为OSC伴黏液型类癌，此类肿瘤更加罕见。

2014年WHO将OSC归于单胚层畸胎瘤和起源于皮

样囊肿的体细胞型肿瘤[23]。约13%的原发性卵巢类

癌患者可出现类癌综合征，类癌综合征是指由癌细

胞分泌血管活性物质所引起的血管舒张、胃肠道活

动增强、低血压和支气管痉挛等症状，主要表现为

面部潮红、腹痛腹泻、支气管痉挛、皮下水肿及心

脏病变等，90%以上出现在岛状类癌患者中[24-25]。

梁状类癌、黏液型类癌及甲状腺肿类癌患者较少

出现类癌综合征[20]。本研究的5例OSC患者中，仅

例1和例5出现的腹痛症状可能与类癌综合征相关。

OSC的大体形态可分为瘤壁结节型、单纯型和混合

型[26]。本组中例1、例3和例5为单纯型，例2和例4
为混合型，要注意的是当肿瘤较大或伴有囊性畸胎

瘤时，取材必须细致完整，以免漏诊而忽略类癌成

分的存在。

OSC类癌成分常为岛状类癌、梁状类癌或两者

混合。黏液型类癌极为罕见 [27]，生物学行为较其
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图2　5例OSC的免疫组织化学染色结果(EnVison)

Fig.2　Pictures of immunohistochemical expression of 5 OSC patients (EnVison)
　　OSC. 卵巢甲状腺肿类癌；TTF1. 甲状腺转录因子1；CgA. 嗜铬素A；NSE.神经元特异性烯醇化酶；SSTR2. 生长抑素受体2；Syn. 

突触素；CD56. 神经细胞黏附分子；CDX2. 尾型同源盒转录因子2；Pax-8. 配对盒基因8。例1：A. 甲状腺滤泡TTF-1(+)(×100)；B. 甲

状腺滤泡及类癌成分CgA(+)(×200)；C. 类癌成分NSE(+)(×100)。例2：A. 甲状腺滤泡成分TTF-1(+)(×200)；B. 类癌成分SSTR2(+)

(×200)；C. 黏液型类癌成分Syn(+)(×200)。例3：A. 甲状腺滤泡成分TTF-1(+)(×100)；B. 甲状腺滤泡及类癌成分CD56(+)(×200)；

C. 黏液型类癌成分CDX2(+)(×100)。例4：A. 甲状腺滤泡成分Pax-8(+)(×200)；B. 类癌成分SSTR2(+)(×200)；C. 甲状腺及类癌成分

Syn(+)(×200)。例5：A. 甲状腺滤泡成分Pax-8(+)(×100)；B. 类癌成分SSTR2(+)(×100)；C. 甲状腺及类癌成分Syn(+)(×100)

A B C

例
1

A B C

例
2

A B C

例
3

A B C

例
4

A B C

例
5

他类型的类癌更激进，发生转移的风险更高[28-29]。

本组例2和例3均为OSC伴黏液型类癌。1995年，

Matías-Guiu等[30]报道了第一例OSC伴黏液型类癌的

患者，此外，曾有报道OSC伴黏液型类癌伴发腹膜

假黏液瘤的病例[18]，其生物学行为较卵巢单纯OSC
更加激进。

O S C中甲状腺滤泡成分和类癌成分分别表

达其特异的免疫组织化学标记物，此外，甲状

腺滤泡亦不同程度地表达神经内分泌标记物，

提示O S C两种成分的起源有可能相同，支持肿

瘤可能存在多能干细胞的理论。S S T R 2在大多

数分化良好的神经内分泌肿瘤中表达，且已被

用作生长抑素类药物的治疗性生物标记物。

S ST R在O S C中的表达谱尚未被系统地研究 [ 3 1 ]。

本组 5 例 O S C 的类癌成分均表达 S S T R 2 ，提示

生长抑素类药物可能是 O S C 辅助治疗的潜在 
选择。

OSC诊断时需与其他类型的卵巢肿瘤相鉴别，

包括转移性类癌、卵巢恶性甲状腺肿瘤等。当病

变以充满黏液的印戒细胞为主要特征，且有明确胃

肠道肿瘤病史时，须与Krukenberg瘤鉴别，由于细

胞角蛋白20(CK20)、绒毛蛋白(Villin)和尾型同源

盒基因转录因子2(CDX2)均在原发性和转移性黏液

型类癌中表达[21]，因此价值有限，但Desouki等[32] 

认为CDX2对于鉴别卵巢原发与转移性类癌有一定作

用。本组例2和例3中黏液型类癌成分均表达CDX2，
与Desouki等[32]的观点不符。目前认为卵巢Krukenberg
瘤至少有一部分是卵巢原发性黏液型类癌，建

议联合使用神经内分泌标记物以明确诊断 [ 3 3 ]。 
卵巢恶性甲状腺肿瘤如甲状腺乳头状癌的细胞核通

常呈毛玻璃样，且存在典型的核沟、核仁及核内

包涵体，OSC的细胞核不存在以上形态，且后者免

疫组织化学表达神经内分泌标记物，可与前者相鉴

别。

目前，OSC这类低度恶性肿瘤尚无最佳治疗方

案，几乎所有患者均处于Ⅰ期，预后良好 [34]，根
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据既往文献检索结果，其手术范围尚缺乏一致性，

我们倾向于保留更多脏器功能的手术方式。对于 
Ⅰ期有生育预期的年轻女性，可首选保留生育能力

的手术。对于出现广泛转移的病例，需行根治性切

除术，然后再行化疗[13]，部分在胃肠道和胰腺类癌

中使用的分子药物对复发或转移性OSC有效[35-36]。

由于罕见的卵巢黏液型类癌可通过淋巴管扩散，因

此，还需行网膜切除术及淋巴结清扫术 [37]。本组 
2例OSC伴黏液型类癌患者在随访期间情况良好，

但由于既往报道此类病例较少，其治疗方式及预后

尚需更大样本量及更长随访时间的研究进行验证。

综上所述，OSC是一种罕见的卵巢肿瘤，部分

病例可伴畸胎瘤及黏液型类癌，病理取材及诊断时

应充分且仔细，以免漏诊，组织学形态及免疫组织

化学染色有助于明确诊断。手术范围目前尚缺乏一

致性，对于Ⅰ期患者，倾向保留更多脏器功能的手

术方式。OSC预后较好，但尚需长期随访以排除复

发及隐匿转移，尤其是OSC伴黏液型类癌患者的治

疗及预后尚需进一步研究探讨。
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