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内含脑膜瘤/脑膜增殖成分的睾丸畸胎瘤非常

罕见，目前仅国外有2例成人病例的报道 [ 1 - 2 ]。近

期，笔者诊断了1例儿童病例，其基本临床表现与

成熟的睾丸畸胎瘤相似，确诊仍需组织学观察及

免疫组织化学检测，其是否会对患者预后产生影

响尚需进一步观察。

1  临床资料

患儿，男，1 2岁，因“阴茎外观短小1 2年”

于 2 0 1 8 年 8 月 1 2 日就诊于安徽省儿童医院。体格

检查：阴茎外观短小，包皮呈鸟嘴样堆积于阴茎

前端，向耻骨方向推阴茎根部皮肤，阴茎体完全
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内含脑膜瘤 / 脑膜增殖成分的儿童睾丸畸胎瘤 1例
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[摘　要]	 内含脑膜瘤/脑膜增殖成分的睾丸畸胎瘤非常罕见。组织学上除分化成熟的成分外，还包含与周围

神经节及神经胶质相邻的脑膜瘤/脑膜增殖区域。免疫组织化学显示瘤细胞SSTR2A和PR强阳性、

EMA弱阳性。临床确诊需结合组织学观察和免疫组织化学检测。
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Testicular teratoma with meningothelial proliferation:  
A case report
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Abstract Meningothelial proliferation in teratoma of the testis is rare and occurs in adults. Beside the well-differentiated 

components, the testicular teratoma contained a focal area of meningeal proliferative cells adjacent to peripheral 

nerve and glial elements. Immunohistochemically, these cells were strongly positive for somatostatin receptor 2A 

(SSTR2A) and progesterone receptor (PR), while weakly positive for epithelial membrane antigen (EMA). It 

should be paid attention to diagnosing and differentiating the lesion from morphological mimics and metastatic 

meningiomas. 
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显露，发育可，放手后缩回皮下，双侧睾丸位于

阴囊内，右侧睾丸质硬，左侧如常。 B 超示：双

侧睾丸均位于阴囊内，左侧约2.3 cm×1.3 cm，右

侧约2.9 cm×1.8 cm，双侧睾丸包膜完整，左侧睾

丸实质回声均匀，右侧睾丸实质内可见一大小约 
1.8 cm×1.4 cm×1.3 cm的不均质回声区，内可见强

回声团块及低回声区，边界欠清，形态不规则，

彩色多普勒血流显像(color doppler f low imaging，

C D F I )示：右侧睾丸不均质回声区内可见点状彩

色 血 液 信 号 ， 余 睾 丸 实 质 及 左 侧 睾 丸 内 均 可 见

点状血流信号。M R I示：右侧阴囊体积稍大，内

见 混 杂 信 号 包 块 ， 呈 长 T 1 长 T 2 信 号 为 主 ， 大 小

约1 . 7  c m × 1 . 7  c m × 1 . 3  c m，其间可见条片状更长

T 1 短 T 2 信号区及点片状短 T 1 信号，磁共振弥散

加权成像 (d i f f u s i o n  w e i g h t e d  i m a g i n g ， D W I ) 呈

偏 低 信 号 ， 静 脉 注 入 造 影 剂 钆 - 二 乙 三 胺 五 醋 酸

(Gad o l i n i u m -DT PA，G d-DT PA )后病灶不均质强

化，其内可见多发性低信号未强化区，双侧腹股

沟区未见明显肿大淋巴结。肿瘤五项示：甲胎蛋

白(A FP)1.30 ng/mL(正常值：0~8.0 ng/mL)、癌

胚抗原(CE A)1.10 ng/mL(正常值：0~5 ng/mL)、

总 β - 人 绒 毛 膜 促 性 腺 激 素 ( T H C G ) 0 . 7  m I U / m L 
( 正 常 值 ： 0 ~ 1 0  m I U / m L ) 、 铁 蛋 白 ( F e r r i t i n ) 
1 0 6 . 4 0  n g / m L ( 正 常 值 ： 2 2 ~ 3 2 2  n g / m L) 、 神 经

元 特 异 性 烯 醇 化 酶 ( N S E ) 2 1 . 5 0  μ g / L ( 正 常 值 ：  
0 ~ 1 6 . 3  μ g / L)。余均为阴性且无家族史。患儿于

2 0 1 8 年 8 月 1 6 日在静吸复合 ( 喉罩 ) 麻醉下行“睾

丸肿瘤切除术”。 2 0 1 8 年 8 月 1 9 日出院，随访至

今，患儿恢复良好，无转移或复发。

术 中 标 本 送 病 理 行 冰 冻 及 常 规 检 查 ， 肉

眼 检 查 ： 灰 白 椭 圆 形 组 织 1 块 ， 大 小 约 2 . 0  c m × 
1.5 cm×1.0 cm，包膜完整，切面大部分实性、灰

白，可及骨组织；部分囊性，囊腔直径0.5 cm，内

含黏液。显微镜下可见瘤体由周边正常的睾丸生

精小管包绕，病变区主要由多种成熟组织组成，

如 鳞 状 上 皮 、 呼 吸 道 和 胃 肠 道 上 皮 、 纤 维 、 脂

肪、骨及软骨(图1)。除这些分化成熟的组分外，

还观察到一片与周围神经节和神经胶质相邻的脑

膜瘤/脑膜增殖区域(图2)，排列成漩涡状、束状或

簇状结构，瘤细胞似蛛网膜细胞样，大小一致，

偏梭形，核卵圆形，细胞质红染、边界不清，并

可见较多砂砾体散在于细胞簇之间(图3)，与发生

于中枢神经系统的典型脑膜瘤形态一致 [ 3 ]。免疫

组织化学上，瘤细胞呈生长抑素受体2A(SSTR2A)
( 图 4 ) 和 孕 酮 受 体 ( P R ) 强 阳 性 ( 图 5 ) ， 上 皮 膜 抗

原(E M A )弱阳性(图6 )，S - 1 0 0蛋白、细胞角蛋白

(CK)、结蛋白(Desmin)、突触素(Syn)和嗜铬粒蛋

白A(CgA)均阴性(表1)。结合组织学图像及免疫组

织化学标记，最终病理诊断为(右侧)内含脑膜瘤/
脑膜增殖成分的睾丸畸胎瘤。

图1 瘤体内含分化成熟的扩张腺体、肌纤维及软骨等成

分，周围残存少量正常睾丸生精小管(HE，×40)

Figure 1 Representative micrographs shows well-differentiated 

gland u lar  e p i t hel i u m,  mu scl e  f i b er  and  car t i lage  are 

surrounded by a small number of testicular seminiferous 

tubules (HE, ×40)

图2 与周围神经节及神经胶质相邻的一片脑膜瘤/脑膜增殖

区域(HE，×40)

Figure 2 Representative micrographs showing an area of 

meningothelial proliferation in close proximity of peripheral 

nerve and glial elements (HE, ×40)
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表1 本例及已报道病例的临床病理资料

Table 1 Clinicopathological data of this case and reported cases

序号 第一作者 年龄/岁
部位(左/

右睾丸)
组织学特征 免疫组织化学特征

1 方园(本文) 12 右 鳞状上皮、呼吸道和胃肠道上皮、纤

维、脂肪、骨及软骨；与周围神经节和

神经胶质相邻的脑膜瘤/脑膜增殖区域，

散在砂砾体

强阳性：SSTR2A，PR；

弱阳性：E M A；阴性：

S - 1 0 0，CK，D e s m i n，

Syn，CgA

2 Michal 52 右 平滑肌、前列腺、胃肠道腺体、支气管

上皮及软骨；与周围神经和神经胶质靠

近的脑膜瘤结节，大量砂砾体

阳 性 ： E M A ； 阴 性 ：

S-100，CK，GFAP

3 Shelekhova 34 右 肠道、呼吸道上皮、皮肤及其附属器；

外周神经与神经胶质附近脑膜增殖成

分，可见砂砾体

阳性：EM A，claudin；

阴 性 ： S - 1 0 0 ， C K ，

Desmin，CgA

图3 瘤细胞增生呈漩涡状结构，内散在砂砾体(HE，×200)

Figure 3 Fascicular growth pattern with whorl formation and 

psammoma body are displayed in detail (HE, ×200)

图5 免疫组织化学染色示PR呈胞核强阳性(SP，×400)

Figure 5 Proliferating meningothelial cells express strong 

nucleic positivity for PR (SP, ×400)

图4 免疫组织化学染色示SSTR2A呈胞质弥漫阳性(SP，

×400)

Figure 4 Representative micrographs shows diffuse cytoplasmic 

staining of SSTR2A in proliferating cells (SP, ×400)

图6 免疫组织化学染色示EMA呈包膜弱阳性(SP，×400)

Figure 6 Immunohistochemical staining of EMA shows that 

proliferating cells are weakly positive in cell membrane (SP, 

×400)
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2  讨论

据统计[4]，在儿童睾丸肿瘤中，畸胎瘤约占半

数。然而，关于睾丸畸胎瘤中内含脑膜瘤/脑膜增

殖成分的报道甚少，目前国内尚无相关报道。国

外仅Michal [1]发现1例52岁男性的右侧睾丸畸胎瘤

中含有类似脑膜瘤结节；Shelekhova等 [2]也报道了 

1例34岁男性病例。因此，本例所见内含脑膜瘤/脑

膜增殖成分的睾丸畸胎瘤应是首次报道的儿童病

例。组织学上，本例睾丸畸胎瘤包含与周围神经

节和神经胶质成分相邻的脑膜瘤/脑膜增殖区域，

表现为增生的梭形细胞排列成漩涡状，并有数个

砂砾体散在于脑膜皮细胞簇中，与之前的报道一

致。但在免疫组织化学上，瘤细胞表达结果存在

细微差异，尤其是EMA的表达情况，与Michal[1]和

Shelekhova等 [2]的报道中EMA阳性相比，本例患儿

仅呈弱阳性。根据WHO神经系统肿瘤病理学和遗

传学[3]，虽然最常用于诊断脑膜瘤的免疫组织化学

标志物就是EMA和PR，然而临床上并非所有脑膜

瘤都会只表达EMA[5]。脑膜瘤细胞来源于脑膜皮细

胞(即蛛网膜细胞)，与滑膜、间皮一样具有双向分

化的特点，其上皮成分通常由间叶分化而来，导

致Vimentin在各型脑膜瘤中均可阳性表达，而EMA

只在大部分中表达，因此本例E M A弱阳性表达可

能是只有少量间叶成分向上皮分化的结果。最近

研究 [6]发现：SSTR2A作为脑膜瘤的诊断标志物比

EMA更具敏感性和特异性。笔者在2次EMA表达弱

阳性的情况下，加做了SSTR2A染色，结果显示瘤

细胞呈SSTR2A强阳性，进一步证明了本例脑膜瘤/

脑膜增殖区域的组织来源。

此 外 ， 睾 丸 畸 胎 瘤 中 的 脑 膜 瘤 / 脑 膜 增 殖 成

分应与一些形态相似的肿瘤以及转移性脑膜瘤鉴

别。如神经束膜瘤与脑膜瘤都可表现为增生的梭

形细胞形成漩涡状或洋葱球样结构，免疫组织化

学都可表达EMA，GLUT-1和caludin-1，但SSTR2A

和PR只表达于脑膜瘤，可对二者进行鉴别 [7-8]。低

倍镜下，尤其是在染色偏红的冰冻切片中，脑膜

瘤/脑膜增殖成分可能被误诊为鳞状细胞癌，砂砾

体可能会被识作角化珠，而据文献[9-10]报道卵巢

畸胎瘤中也可存在鳞状细胞癌成分，故有必要对

二者进行鉴别，免疫组织化学上，鳞状细胞癌CK

阳性，而脑膜瘤阴性。对于儿童患者，还应与其

他几种常见肿瘤鉴别，如横纹肌肉瘤和神经母细

胞瘤，但Desmin，Syn和Cg A均阴性可将后二者排

除。临床上未发现颅内或颅外其他部位的占位性

病变，故转移性脑膜瘤亦可排除。

本例患儿术后恢复良好，随访期间无转移或

复发。虽然睾丸畸胎瘤中所有组织分化成熟，且

脑膜瘤/脑膜增殖在组织学上也是良性的，但因为

报道甚少，目前对于脑膜瘤/脑膜增殖成分对良性

畸胎瘤的预后有无影响尚不明确。本例患儿目前

仅随访1 7个月，不足以了解其预后影响，未来仍

需更长时间的观察和更多的数据分析。
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eNOS 内皮型一氧化氮合酶 MAPK 丝裂原活化蛋白激酶 TUNEL 原位末端标记法
ERK 细胞外调节蛋白激酶 MDA 丙二醛 VEGF 血管内皮生长因子
ESR 红细胞沉降率 MMP 基质金属蛋白酶 VLDL-C 极低密度脂蛋白胆固醇
FBS 胎牛血清 MRI 磁共振成像 vWF 血管性血友病因子
FDA 美国食品药品管理局 MTT 四甲基偶氮唑盐微量酶反应 WBC 白细胞
FLTC 异硫氰酸荧光素 NADPH 烟酰胺腺嘌呤二核苷酸 WHO 世界卫生组织
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