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6例卵巢硬化性间质瘤病例报道并文献复习

杜顺喜 1，寸红丽 2，杨宏英 1*

（昆明医科大学第三附属医院/云南省肿瘤医院 1妇科，2放射科，云南 昆明，650000）

摘要： 目的　探讨卵巢硬化性间质瘤（OSST）的临床病理特点，为诊疗提供参考。方法　回顾分析 2005 年 8 月

至 2023 年 9 月云南省肿瘤医院收治的 6 例经临床病理证实为 OSST 的病例资料，并进行文献复习。结果　6 例

OSST 患者的发病年龄为 16~78 岁，年龄跨度大于文献报道，其中 2 例为绝经后患者。1 例患者因月经异常就诊，1 例

因腹痛就诊，3 例因盆腔包块就诊，1 例因其他体征就诊。6 例均为单发肿瘤，且多数以左侧附件肿瘤为主。6 例患

者术中快速冰冻切片病理检查仅能提供形态学病理诊断，无法确定良恶性，5 例患者为开腹手术，1 例为微创手术。

结论　对于术前影像学提示实性肿瘤、未见远处转移，且肿瘤标志物水平正常的卵巢肿瘤，应考虑 OSST 可能。

OSST 预后较好，手术方式可选择微创手术，针对有生育要求的患者，可考虑充分保留生育功能。
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Report of 6 cases of ovarian sclerosing stromal tumor and literature review
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Abstract: Objective To investigate the clinicopathologic features of ovarian sclerosing stromal tumor (OSST) and to 
provide reference for diagnosis and treatment of OSST. Methods The clinical data of six patients with OSST confirmed by 
clinical pathology in Yunnan Cancer Hospital from August 2005 to September 2023 were retrospectively analyzed, and the 
related literature was reviewed. Results The onset age of six OSST patients ranged from 16 to 78 years old, which was lon⁃
ger than that reported in the literature, and even two cases were postmenopausal. One patient presented with abnormal men⁃
struation, one patient presented with abdominal pain, three patients presented with pelvic mass, and one patient presented 
with other signs. The OSSTs of the six cases were solitary tumors, and most of them were located in the left adnexa. In the 
six patients, intraoperative rapid frozen section pathological examination could only provide morphologic and pathological 
diagnosis, but could not determine the benign or malignant nature of the tumor. Five patients underwent open surgery and 
one patient underwent minimally invasive surgery. Conclusion OSST should be considered for ovarian tumors with solid 
tumors, no distant metastasis, and normal tumor markers. OSST has a good prognosis, and minimally invasive surgery can 
be selected. For patients with fertility requirements, full preservation of reproductive function can be considered. 
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0　前言

卵巢硬化性间质瘤（ovarian sclerosing stromal 

tumor， OSST）是一种罕见的良性肿瘤，发病人群以

育龄期女性为主，术前影像学检查常提示卵巢实性

肿瘤，术中快速冰冻切片病理检查无法明确包块良
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恶性，高度可疑卵巢恶性肿瘤。手术通常需要开腹

切除患侧附件或行保留生育功能的手术。育龄期

女性切除附件会影响卵巢功能，甚至丧失生育能

力。该疾病罕见，临床经验匮乏，误诊率极高。本

文报道了 2005 年 8 月至 2023 年 9 月我院妇科肿瘤

防治中心诊治的 6 例 OSST，为 OSST 的临床诊疗提

供一定的参考，指导临床医师选择合适的治疗方

式，保护育龄期妇女生育能力，减少创伤，避免过度

治疗。

1　病例资料

1.1　病例1
患者，女，16 岁，未婚，因“腹痛 1 年余，加重 3

月”入院。实验室检查结果：糖类抗原 125（carbohy⁃
drate antigen125， CA125）22.4 kU·L-1，人附睾蛋白 4
（human epididymis protein 4， HE4）48.2 pmol·L-1。
CT 提示左侧附件区囊实性占位，大小约 10.5 cm×
8.7 cm×9.5 cm，考虑卵巢恶性肿瘤可能。2023 年 7
月 2日于全身麻醉下行开腹手术治疗，术中见淡红

色腹水约 100 mL，左卵巢见大小约 12 cm×10 cm×8 
cm 实性包块，完整剥除左卵巢肿瘤。术中快速冰

冻切片病理示（左卵巢肿瘤）卵圆形、短梭形细胞增

生性病变，无法确定肿瘤性质。与患者家属沟通后

行左侧卵巢肿瘤剥除术+大网膜切除术。术后病

理（左卵巢肿瘤）免疫组化结果：CK（-），vimentin
（+），SMA（部分+），desmin（-），actin（局灶+），CD10
（-），CD34（脉管+），CR（部分+），CD99（弱+），inhib⁃
in-α（部分+），CK7（-），calponin（灶+），STAT6（可

疑+），Syn（散+），CgA（-），CD56（-），Oct3/4（-），

SALL4（-），WT-1（-），EMA（-），Ki-67（+，约 10%）。

结合病理苏木精-伊红染色法（hematoxylin and eosin 
staining， HE）及免疫组化结果，考虑硬化性间质瘤

（图1）。临床诊断：左卵巢硬化性间质瘤。

1.2　病例2
患者，女，78岁，绝经 28年，因“尿频、尿急 1月”

至当地医院就诊。实验室检查结果：CA125 8.8 U·
mL-1，HE4 86.0 pmol·L-1。CT 示盆腔左侧实性肿块

（图 2A），大小约 7.2 cm×4.6 cm×4.8 cm，考虑左侧阔

韧带肌瘤可能。2023 年 9 月 22 日开腹行全子宫双

附件切除术，术中见左卵巢实性肿物。术后病理

（左附件）免疫组化结果：SMA（-），desmin（-），actin
（-），calponin（-），caldesmon（-），SALL4（-），inhibin-
α（灶+），CR（灶+），CD34（灶+），DOG-1（-），CD117

（-），S100（-），CK（-），Ki-67（+，<1%）。结合HE染

色及免疫组化结果（图 2B），考虑硬化性间质瘤。临

床诊断：左卵巢硬化性间质瘤。

1.3　病例3
患者，女，26岁，未婚，因“体检发现盆腔包块 1

周”就诊。实验室检查结果：CA125 32.6 kU·mL-1；

HE4 60.8 pmol·L-1。CT结果提示腹盆腔内囊实性肿

块（图 3A），大小约 13.4 cm×10.1 cm×10.0 cm，考虑

卵巢恶性肿瘤可能。2022年6月11日开腹行盆腔肿

注：（1A）术中大体标本；（1B） CT 影像学图；（1C）病理学 HE 染

色及免疫组化（×100）。

Note: (1A) The intraoperative gross specimen; (1B) CT image; (1C) 
Pathological HE staining and immunohistochemistry images (×100).

图1　卵巢硬化性间质瘤病例1影像及病理图

Fig.  1　The CT image and pathological images of case 1 of 
ovarian sclerosing stromal tumor

注：（2A） CT影像图；（2B）病理学HE染色及免疫组化（×100）。

Note: (2A) CT image; (2B) Pathological HE staining and immuno⁃
histochemistry images (×100).

图2　卵巢硬化性间质瘤病例2影像及病理图

Fig.  2　The CT image and pathological images of case 2 of 
ovarian sclerosing stromal tumor
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物切除术。术中快速冰冻病理无法明确卵巢肿瘤良

恶性，患者年轻未生育，行左卵巢肿瘤剥除术+大网

膜切除术。术后病理（左卵巢肿瘤）免疫组化结果：

CK（-），vimentin（+），LCA（-），SMA（+），desmin
（灶+），actin（+），EMA（-），Ki-67（+，约 1%），S100
（-），HMB45（-），CD34（灶弱+），catenin-β（-），CD68
（-），calponin（灶+），caldesmon（灶+），ER（-），PR
（-），WT-1（-），CD10（灶+），CR（-），inhibin-α（-），

CD117（-）。结合HE染色及免疫组化结果（图 3B），

考虑硬化性间质瘤。临床诊断：左卵巢硬化性间

质瘤。

1.4　病例4
患者，女，51 岁，因“发现卵巢囊肿 3 年，增大 1

月”就诊。实验室检查结果：CA125 8.84 kU·mL-1；

HE4 44.2 pmol·L-1。B 超提示：子宫腺肌症；左侧卵

巢实性低回声团块，大小约 4.1 cm×3.1 cm，性质待

查，需排除Krukenberg肿瘤。CT提示双附件区软组

织灶，考虑卵巢囊肿可能，左侧大小约 3.7 cm×2.4 
cm，右侧大小约 2.4 cm×1.9 cm（图 4A）。2022年 7月

21日在全麻下行腹腔镜下全子宫双附件切除术。术

后病理（左卵巢肿瘤）免疫组化结果：CK（-），vimentin
（+），CD10（-），SMA（-），desmin（-），actin（+），cal⁃
ponin（-），CD34（脉管+），STAT6（-），Ki-67（+，约

1%），caldesmon（-），S100（-），CR（-），inhibin- α
（-）。结合HE染色及免疫组化结果（图 4B），考虑左

卵巢硬化性间质瘤。临床诊断：左卵巢硬化性间

质瘤。

1.5　病例5
患者，女，16 岁，未婚，因“月经不规律 1 年”就

诊。实验室检查结果：CA125 14.5 kU·L-1，HE4 40.8 

pmol·L-1， CA19-9 33.12 kU·L-1， CA242 36.12 
kU·L-1。CT提示左侧附件区实性占位（图 5A），大小

约 7.5 cm×4.7 cm，卵巢性索-间质来源肿瘤可能。

2022 年 8 月 11 日在全身麻醉下开腹行左卵巢肿瘤

剥除术+大网膜切除术。术中快速冰冻病理无法明

确卵巢肿瘤良恶性，术后病理（左卵巢肿瘤）免疫组

化结果：CK（-），vimentin（+），Ki-67（+，约 5%），SMA
（+），desmin（-），actin（+），calponin（-），caldesmon
（-），CD10（-），ER（个别+），PR（+），CR（散在+），in⁃
hibin-α（散在+），CD34（脉管+），S100（-），cyclinD1
（散在+），CD117（-），HMB45（-），CD99（-），Bcl-2
（+），EMA（-）。结合 HE 染色及免疫组化结果（图

5B），考虑硬化性间质瘤。临床诊断：左卵巢硬化性

间质瘤。

1.6　病例6
患者，女，36岁，因“发现下腹部包块10年”入院，

2005年8月12日B超提示右附件区占位性病变，大小

约8.3 cm×5.8 cm×5.0 cm，考虑卵巢囊肿（图 6A）。实

注：（4A） CT影像图；（4B）病理HE染色及免疫组化（×100）。

Note: (4A) CT image; (4B) Pathological HE staining and immuno⁃
histochemistry images (×100).

图4　卵巢硬化性间质瘤病例4影像及病理图

Fig.  4　The CT image and pathological images of case 4 of 
ovarium sclerosed stromal tumor

注：（3A） CT影像图；（3B）病理学HE染色及免疫组化（×100）。

Note: (3A) CT image; (3B) Pathological HE staining and immuno⁃
histochemistry images (×100).

图3　卵巢硬化性间质瘤病例3 影像及病理图

Fig.  3　The CT image and pathological images of case 3 of 
ovarian sclerosing stromal tumor

注：（5A） CT影像图；（5B）病理学HE染色及免疫组化（×100）。

Note: (5A) CT image; (5B) Pathological HE staining and immuno⁃
histochemistry (×100).

图5　卵巢硬化性间质瘤病例5影像及病理图

Fig.  5　The CT image and pathological images of case 5 of 
ovarian sclerosing stromal tumor
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验室检查结果：CA125 21.9 kU·L-1，甲胎蛋白（alpha-
fetoprotein， AFP）12.9 µg·L-1，癌胚抗原（carcinoembry⁃
onic antigen， CEA）1.4 µg·L-1。2005年 8月 18日行右

附件切除术，术后病理示（右附件）硬化性间质瘤

（图6B）。临床诊断：右卵巢硬化性间质瘤。

2　讨论

2.1　OSST病因

OSST 由 Chalvardjian 和 Scully 于 1973 年首次提

出［1］，目前病因尚不清楚。相关学者提出了不同的

假设：Ismail 等［2］推断 OSST 可能是由先前存在的卵

巢纤维瘤发展而来；Damnajov 等［3］基于超微结构特

征，认为 OSST 可能来源于卵巢皮层的多能性未成

熟基质细胞；有学者注意到 OSST 与肉瘤都能以平

滑肌肌动蛋白（smooth muscle actin， SMA）和波形蛋

白（vimentin）作为标志物，由此可知 OSST 与肉瘤之

间存在一定的相关性［4］；Kim等［5］从基因组学水平推

断，FHL2-GLI2融合可能是OSST的致癌驱动因素。

2.2　OSST形态学特征

OSST大体标本为圆形或椭圆形、切面呈黄白色

或灰白色、质韧、表面光滑的实性或囊实性肿物［6］。
OSST在显微镜下的表现：（1）肿瘤细胞被胶原纤维

或水肿区域分隔形成假小叶结构；（2）肿瘤细胞的

形态和大小不一，以梭形或圆形的上皮样细胞为

主，细胞核圆形或卵圆形，无细胞核深染及异形性，

胞质丰富，部分细胞核偏向细胞一侧，内含脂质，间

质内还可见薄壁血管［7］。
2.3　OSST临床表现

目前认为，OSST起源于卵巢皮质内具有多向分

化潜能的未分化间质细胞［8］，发病率低于 5%，发病

年龄集中在 25~29 岁［9］。本文患者的发病年龄为

16~78岁，年龄跨度大于文献报道的范围，甚至有 2
例为绝经后患者。OSST属于比较罕见的性索-间质

来源卵巢良性肿瘤，大多数患者血清性激素水平正

常，但孕期等特殊情况可引起雌激素、睾酮和黄体

生成素水平升高。患者常因发现盆腔包块或腹痛

就诊［10］。Ozdemir 等［11］总结了文献报道中 208 例

OSST 患者的症状，发现少数病例出现 CA125升高、

腹水、基底细胞痣综合征（Gorlin-Goltz综合征）等症

状，甚至有 5例患者出现了梅格斯（Meigs）综合征的

症状。血清 CA125 在胚胎发育阶段可在体腔上皮

细胞中检出，随胎儿出生后消失，成人体内 CA125 
水平极低，仅在组织器官缺氧坏死、癌变等情况下

升高［12］。血清CA125水平在卵巢恶性肿瘤、子宫内

膜恶性肿瘤、卵巢巧克力囊肿、乳腺癌、胃癌等疾病

中均升高，对 OSST 无特异性诊断价值，但血清

CA125 联合 HE4 对卵巢恶性肿瘤的诊断和鉴别有

重要意义［13］。虽然 OSST 不分泌激素，多数患者性

激素水平正常，但仍有文献报道妊娠期 OSST 患者

出现男性化等激素水平异常表现，其原因为枸橼酸

氯米芬等促排卵药物诱发 OSST，从而产生雄激

素［2］。OSST可通过合成脱氢表雄酮、增加类固醇诱

发月经不规律、闭经、不孕症、性早熟和男性化等临

床症状。男性化特征包括痤疮、毛发过多和声音男

性化，甚至部分病例的男性化特征发生在怀孕期

间。在一些月经不规律的患者中，切除肿瘤后月经

可恢复正常；还有患者肿瘤切除后男性化特征弱

化，甚至怀孕生子［2， 14］。本文 6 例患者中，有 1 例因

月经异常就诊，1例因腹痛就诊，3例因盆腔包块就

诊，1例因其他体征就诊。大多数OSST为单侧附件

包块，双侧较少。本文中 6例OSST均为单发卵巢包

块，其中 5例为左附件包块，多数月经规律，未见明

显血清性激素异常，未表现出男性化特征。大多数

OSST患者发病年龄较小，本文中有 3例患者年轻未

生育，保留生育功能对育龄期 OSST 患者有深远意

义［15］。本文 6例患者中，5例行开腹手术治疗，仅有

1 例行腹腔镜微创手术。OSST 术前影像学提示一

般以实性肿瘤为主，不排除卵巢恶性肿瘤可能，术

前鉴别诊断及治疗决策困难。手术医生忌惮微创

手术操作空间受限，肿瘤破裂易引发医源性种植或

减瘤不满意，大多数仍选择开腹手术，增加了患者

的手术创伤，延长愈合时间。此外，从本文 6例患者

术中情况可知，术中快速冰冻切片病理检查一般只

能得出梭形细胞肿瘤等以形态学为主的病理诊断，

注：（6A） 超声影像图；（6B）组织病理学HE染色（×100）。

Note: (6A) The ultrasound image; (6B) Histopathological HE stain⁃
ing image (×100).

图6　卵巢硬化性间质瘤病例6超声影像及病理图

Fig.  6　The ultrasound image and histopathological image of 
case 6 of ovarian sclerosing stromal tumor
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无法确定肿瘤良恶性质。对于有生育需求的年轻

女性，术中快速冰冻切片病理检查无法给医生术中

提供为育龄期患者保留生育能力的决策依据。

2.4　OSST诊断及鉴别诊断

OSST的鉴别诊断范围较广，需重点与以下病变

进行鉴别：卵巢纤维瘤、卵巢囊肿、孤立性纤维瘤、

妊娠黄体瘤、卵巢黏液瘤、其他伴硬化性改变的性

索-间质肿瘤，以及罕见的转移性 Krukenberg 肿

瘤 ［9］。本文 6 例患者中，术前影像学考虑阔韧带肌

瘤、Krukenberg肿瘤、卵巢性索-间质来源肿瘤、卵巢

囊肿等，误诊率较高，术前影像学图像无法给手术

医生提供行微创手术的依据。OSST发病率较低，临

床上缺乏特异的检查手段，其影像学特征及血清肿

瘤标志物特异性差，大多数OSST血流阻力指数（re⁃
sistance to index， RI）值较低，加之肿瘤大体为实性

肿物，极易误诊为卵巢恶性肿瘤。术中快速冰冻切

片病理检查无法明确肿瘤性质，常常需要术后病理

及免疫组化检查才能确诊，误诊率高，容易导致过

度治疗。但影像学评估仍有一定意义，OSST在影像

学上常表现为卵巢内边界清晰的实性或囊实性肿

物［16-17］，磁共振成像（magnetic resonance imaging， 
MRI）可以增加一些典型信号模式的信息，如低信号

结节、高信号间质、分叶、注射造影剂后强化和周围

边缘的存在［18］。也有研究指出，OSST 在 MRI 中 T2
加权成像（T2 weighted imaging， T2WI）上表现为“湖

岛征”，梳状或轮状结节强化，周围低信号边缘，无

淋巴结肿大［19］。超声检查和 MRI 获得的影像学特

征可对OSST和成熟畸胎瘤（mature teratoma， MT）做

出重要的鉴别诊断。在 OSST 中，超声检查通常显

示多房囊性肿瘤，伴有隔和瘤壁不规则增厚，或实

体瘤包括或不包括小囊性成分；在MT中，超声特征

通常是非特异性的，可能表现为远端回声衰减的肿

块，或明确的低回声肿块，或穿透性无回声病变。

OSST的典型病理特征包括完整的包膜、内滤泡

区、胶原纤维和水肿的肿瘤细胞形成的假小叶［20］。
遵循伪叶状突起的要求、类似鹿角状扩张的血管、

叶黄素细胞和成纤维细胞混杂在一起的形态，这些

特征可将 OSST 与其他肿瘤区分开来［4］。有学者发

现，转录因子增强子 3（transcription factor enhancer 
3， TFE3）蛋白在硬化性间质瘤中特异性表达，可作

为硬化性间质瘤诊断和鉴别诊断的标志物［21］。
OSST表现出类似于恶性肿瘤血管外皮细胞瘤样扩

张的血管化表现，免疫组化检测中，vimentin、cal⁃

retinin、SMA、TFE3、inhibin- α 等阳性，以及 PAS、
CK、EMA、CEA 阴性对 OSST 的诊断具有一定价

值［22］。鹿角状血管、假小叶、印戒细胞同时出现是

术中冰冻切片快速病理诊断 OSST 的必要条件［23］。
另外，免疫组化中 SMA（+），vimentin（+）、inhibin
（+）、S100（-）和上皮标志物阴性，也提示OSST的基

质来源［24］。有研究发现，VEGF与OSST的发生存在

相关性［17］，TFE3 通过调控 VEGF 的表达形成 OSST
的特征性血管改变，因此，VEGF 对 OSST 的诊断具

有一定价值［25］。
术前通过影像学筛选出适合微创手术的患者

较困难。术中冰冻切片快速病理检查常常无法确

定肿瘤良恶性，无法在术中指导手术切除范围，往

往造成过度治疗，对年轻患者的生育能力造成负面

影响，甚至使其失去生育机会。因此，寻找新的鉴

别 OSST 的特异性指标，用于术前鉴别诊断和术中

确定肿瘤良恶性，从而指导治疗决策，显得尤为

重要。

2.5　OSST治疗及预后

手术是治疗 OSST的主要手段，患者预后较好。

Atram 等［26］认为切除患侧卵巢及输卵管是治疗

OSST的最佳方式。但OSST患者多为有生育需求的

年轻女性，因此，针对不同年龄患者选择不同的手

术方式至关重要。由于 OSST是一类罕见的大体肿

瘤为实性的良性肿瘤，预后较好，可选择微创手术

方式［27］，对于有生育要求的患者，可充分保留生育

功能。OSST细胞核一般为圆形或椭圆形，细胞核无

深染，多数细胞核异形性小，但也有少数患者出现

大量异形性核分裂。患者出现异形性核分裂提示

预后较差，临床应予以足够重视。当出现异常增加

的核分裂象和坏死时，需高度警惕肿瘤复发的

风险［28］。
2.6　随访

术后随访至 2024 年 4 月，6 例患者未发现复发

或转移征象。

3　总结

对于术前影像学提示实性肿瘤、未见远处转

移、肿瘤标志物正常的卵巢肿瘤，应考虑 OSST 可

能，手术方式可选择微创手术。OSST预后较好，针

对有生育需求的女性，可考虑充分保留生育功能。

但是OSST大多发生于青年女性，患者生存时间长，

当出现异常增加的核分裂象和坏死时，需警惕肿瘤
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复发的风险。目前对 OSST 的认识有限，仍需要长

时间密切随访，评估保守手术对患者的影响。
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