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Streszczenie

Abstract

Potworniaki dojrzale sg czesto wystepujacymi guzami jajnikéw. Transformacja zlosliwa torbieli dermoidalnych jest bardzo
rzadkim zjawiskiem, obserwuje si¢ ja jedynie u 0,17-2% pacjentek. Rak ptaskonablonkowy to najczestsza postac ztosliwej
transformacji w guzach dermoidalnych jajnika - odpowiada za ponad 80% takich przypadkéw. Spotykane sa rowniez
zmiany o charakterze gruczolakoraka, wtdkniakomigsaka, rakowiaka czy guzéw mieszanych. Rzadkim schorzeniem,
o ktérym takze nalezy pamietac po stwierdzeniu potworniaka, jest glejakowato$¢ otrzewnej. Nie ma czulych i swoistych
metod pozwalajacych na przedoperacyjne réznicowanie zmian ztodliwych i tagodnych w obrebie potworniakéw. Wieksze
ryzyko nowotworu zlosliwego wystepuje w przypadkach duzych guzéw, u kobiet powyzej 45. roku zycia, przy podwyzszonych
markerach nowotworowych (przede wszystkim CA-125, CA 19-9, CEA, SCC-Ag) i obecnosci fragmentdw litych w torbielach.
W takich wiasnie przypadkach pomocne jest rozszerzenie diagnostyki obrazowej o rezonans magnetyczny lub pozytonowa
tomografie emisyjng. Leczenie potworniaka dojrzalego, bez wzgledu na to, czy zachodzi podejrzenie obecnosci ognisk
nowotworu ztosliwego, polega na chirurgicznym usunieciu zmiany. W razie podejrzenia transformacji ztosliwej u kobiety
w okresie okotomenopauzalnym nalezy wzia¢ pod uwage wykonanie przynajmniej jednostronnego usuniecia przydatkow
z zachowaniem zasad aseptyki onkologicznej. U mtodych chorych, zwlaszcza nierédek, ze wzgledu na bardzo rzadkie
wystepowanie transformacji ztosliwych mozna rozwazy¢ zabieg oszczedzajacy.

Stowa kluczowe: potworniak jajnika, rak jajnika, transformacja nowotworowa

Mature teratomas are common ovarian tumors. Malignant transformation of dermoid cysts is a very rare phenomenon
observed in only 0.17-2% of patients. Squamous cell carcinoma is the most common form of malignant transformation
within ovarian dermoid tumors, accounting for more than 80% of cases. Adenocarcinomas, fibrosarcomas, carcinoid and
mixed tumors also occur. Peritoneal gliomatosis is a rare condition, which also should be considered in patients diagnosed
with teratoma. There are no sensitive and specific methods for the preoperative differential diagnosis of malignant vs. benign
tumors arising in teratomas. Higher risk of malignancy is seen in large tumors, in women over 45 years of age, at elevated
tumor markers (CA-125, CA 19-9, CEA, SCC-Ag in particular) and in the case of the presence of solid fragments in cysts.
Extended diagnostic imaging using magnetic resonance or positron emission tomography is helpful in such cases.
The treatment of mature teratoma, regardless of whether there is a suspicion of focal malignancy, involves surgical excision
of the tumor. In the case of suspected malignant transformation in a perimenopausal woman, unilateral salpingo-
oophorectomy in accordance with the principles of oncological aseptics should be considered as the minimum therapeutic
management. Sparing surgery can be considered in young patients, nulliparas in particular, due to the very low risk of
malignant transformations.
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Nowotwory zlosliwe w dojrzatych potworniakach jajnika
Malignancies arising in mature teratomas of the ovary

WSTEP

nowotwordw jajnika®. Sg najczestszym tagodnym

nowotworem germinalnym jajnika u kobiet przed
45. rokiem zycia. Transformacja zlosliwa torbieli dermo-
idalnych to bardzo rzadkie zjawisko, obserwuje si¢ ja jedy-
nie w 0,17-2% przypadkéw®. Zazwyczaj rozpoznawana jest
u pacjentek po menopauzie, jednak w literaturze mozna
znalez¢ przypadki ztosliwych guzéw u mlodszych kobiet®.
Najczestszym nowotworem zlosliwym obecnym w guzach
dermoidalnych jest rak plaskonablonkowy (squamous cell
carcinoma, SCC), rzadziej rozwijaja si¢: gruczolakorak,
wldkniakomiesak, rakowiak czy guzy mieszane.
Zazwyczaj nie wystepuja charakterystyczne objawy cho-
roby, jednak czes¢ pacjentek moze skarzy¢ sie na dolegli-
wosci bolowe brzucha, wywolane obecnoscia guzowatej
masy w miednicy malej. Niespecyficzne objawy, takie jak
wyniszczenie i spadek masy ciata, obserwuje sie u kobiet

Potworniaki dojrzate stanowia 10-20% wszystkich

w zaawansowanym stadium choroby. Objawy zoladkowo-
-jelitowe, takie jak zaparcia lub biegunki i krwawienie
z odbytu, czy czeste oddawanie moczu moga $wiadczy¢
o wtérnym zajeciu nowotworem pobliskich narzadow®.
Potworniaki z obecno$cia transformacji nowotworowej
moga by¢ przyczyna ostrej niedroznosci jelit - spowodo-
wanej zrostami petli jelitowych z guzem - rzadko jednak
do tego dochodzi. Yarmohammadi i wsp.® opisali przy-
padek 48-letniej kobiety, u ktorej od kilku dni wystepo-
waly objawy niezytu przewodu pokarmowego pod posta-
cig nudnosci, wymiotdw, bolu brzucha, nocnych potow.
Rozpoznano ostrg niedrozno$¢ jelit spowodowang wciag-
nieciem petli jelita cienkiego w zrost z 10-centymetrowym
guzem jajnika: potworniakiem dojrzalym z komponenta
SCC w stopniu zaawansowania klinicznego I1IC wedtug
FIGO.

CEL PRACY

Celem niniejszej pracy jest przedstawienie danych litera-
turowych dotyczacych mozliwych zlosliwych transforma-
cji w tagodnych guzach germinalnych jajnika. Kolejny cel
stanowi zwrocenie uwagi na wybrane cechy guzow typu
teratoma, ktére moga sugerowa¢ obecno$¢ komponenty
z1osliwej - co z kolei moze mie¢ wplyw na wybor rodzaju
leczenia.

RAK PLASKONABLONKOWY

SCC jest najczestszg postacia zlosliwej transformacji
w guzach dermoidalnych jajnika (88,3%). Badania suge-
ruja, ze rak rozwija si¢ na bazie metaplazji nablonka
plaskiego potworniakéw dojrzatych®. Istnieje teoria,
wedtug ktorej infekcja wirusem brodawczaka ludzkiego
(human papillomavirus, HPV) wysokiego ryzyka bierze
udzial w patogenezie transformacji ztosliwej dojrzatych
potworniakéw w kierunku SCC?.
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INTRODUCTION

eratomas account for 10-20% of all ovarian neo-
I plasms®. They are the most common benign
germinal tumors of the ovary in women under
45 years of age. Malignant transformation of dermoid cysts
is a very rare phenomenon observed in only 0.17-2% of
patients®. Although this neoplasm is usually diagnosed
in postmenopausal patients, cases of malignant tumors
in younger women can be found in the literature®. Squa-
mous cell carcinoma (SCC) is the most common malig-
nant tumor arising in ovarian dermoid tumors. Adeno-
carcinomas, fibrosarcomas, carcinoid and mixed tumors
are less common.
Although usually there are no specific manifestations
of the disease, some patients may complain of abdomi-
nal pain due to the presence of a tumor mass in the lesser
pelvis. Non-specific symptoms, such as cachexia and
weight loss, are observed in women with advanced dis-
ease. Gastrointestinal symptoms, such as constipation or
diarrhea and rectal bleeding or frequent urination may
indicate tumor invasion to adjacent organs®. Teratomas
with neoplastic transformation may lead to acute intes-
tinal obstruction caused by adhesions between the intes-
tinal loops and the tumor; this, however, is uncommon.
Yarmohammadi et al.® described a case of a 48-year-old
woman with the symptoms of gastrointestinal inflam-
mation in the form of nausea, vomiting, abdominal pain
and night sweats. She was diagnosed with acute intestinal
obstruction caused by adhesions between a small intestine
loop and a 10-centimeter ovarian cancer, a mature tera-
toma with squamous epithelial component, classified as
stage IT1IC according to FIGO.

AIM OF THE STUDY

The aim of this paper was to present literature data on the
possible malignant transformations in benign germinal
tumors of the ovary. The second aim was to draw attention
to the selected features of teratomas, which may suggest the
presence of a malignant component, and thus help choose
appropriate treatment modality.

SQUAMOUS CELL CARCINOMA

SCC is the most common form of malignant transforma-
tion in dermoid ovarian tumors (88.3%). Studies indicate
that the tumor develops from the metaplastic squamous
epithelium of mature teratomas®. There is a theory accord-
ing to which high-risk human papillomavirus infection is
involved in the pathogenesis of malignant transformation
of mature teratomas into SCC?.

Hackethal et al.?, in their literature review covering the
period between 1978 and 2007, gathered all reported
cases of SCC in ovarian dermoid tumors. The mean age
of 277 patients at diagnosis was 55 years. Most of them
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Hackethal i wsp.® w przegladzie literatury z lat 1978-2007
zebrali wszystkie opisane przypadki SCC stwierdzonego
w guzach dermoidalnych jajnika. Sredni wiek 277 pacjen-
tek w momencie postawienia diagnozy wynosit 55 lat.
Wiekszo$¢ z nich skarzyta si¢ na bdle brzucha lub dyskom-
fort, spowodowane duza masg guza i uciskiem na sasia-
dujace narzady. W momencie rozpoznania raka 120 cho-
rych (43%) bylo w I stopniu zaawansowania klinicznego
wedlug klasyfikacji FIGO. W grupie 52 kobiet, u ktérych
oznaczano stezenie markeréw nowotworowych, 45 (85,5%)
mialo podwyzszone wartoéci antygenu raka ptaskonabton-
kowego (squamous cell carcinoma antigen, SCC-Ag); 77%
z nich miato wysokie wartosci CA 19-9, 71% - podwyz-
szone wartosci CA-125, a 67% — wysokie wartosci antygenu
CEA. Nie zauwazono dodatniej korelacji miedzy podwyz-
szonymi warto$ciami markeréw nowotworowych a stop-
niem zaawansowania klinicznego wedtug FIGO. W przy-
wolanej pracy poréwnywano réwniez $redni czas przezycia
w odniesieniu do zastosowanego leczenia. U pacjentek
w stadium zaawansowania klinicznego FIGO Ia, ktére mialy
wykonang histerektomie z przydatkami, $rednie przezycie
bylo dtuzsze (49,9 miesigca) niz u pacjentek, u ktorych nie
wykonano tej procedury (15,8 miesigca). Omentektomia
nie miata wplywu na czas przezycia, a limfadenektomia
wydtuzata go u chorych w zaawansowanych stadiach kli-
nicznych. Wydluzenie czasu przezycia w przypadku wdro-
zenia chemioterapii uzupelniajacej obserwowano u tych
pacjentek, u ktorych stosowano schematy leczenia ze srod-
kiem alkilujacym. Srednia przezycia wynosila 57 mie-
siecy, podczas gdy u kobiet leczonych bez substancji alki-
lujacych - 25 miesiecy. Nie wykazano korzysci plynacych
z zastosowania radioterapii.

Kikkawa i wsp.®) donosza, ze wielko$¢ guza jest waznym
czynnikiem réznicujacym potworniaki fagodne od zto-
$§liwych. Potworniaki dojrzate z komponenta SCC miaty
znacznie wieksze rozmiary niz tagodne torbiele der-
moidalne. Srednia wielko§¢ 37 guzéw z SCC wynosita
152,3 mm, a warto$¢ odciecia roznicujaca guzy tagodne
od ztosliwych - 99 mm. W przypadkach gruczolako-
raka w potworniaku dojrzatym nie zaobserwowano nato-
miast dodatniej korelacji miedzy wielkoscia guza a obec-
noscia transformacji nowotworowej. Przywotana praca
i jej wyniki sugeruja, ze na podstawie wigkszych rozmia-
row guza stwierdzonych w diagnostyce przedoperacyj-
nej mozna przypuszczac, iz sktadowa guza typu teratoma
bedzie utkanie SCC.

Przedoperacyjna diagnostyka guzéw dermoidalnych jaj-
nika z ogniskami transformacji ztosliwej jest trudna,
jednak oznaczanie SCC-Ag i obserwacja jego wzro-
stu w guzach typu teratoma moga okazac si¢ uzyteczne,
zwlaszcza w monitorowaniu nawrotu choroby?. Tseng
i wsp.!V zarejestrowali podwyzszone wartosci SCC-Ag
u 16 z 24 pacjentek (67%) z torbielami dermoidalnymi jaj-
nika z komponentg SCC. Ponadto u wszystkich chorych,
u ktorych torbiele byly zmianami nawracajacymi, odno-
towano podwyzszony poziom SCC-Ag. Wskazuje to na
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complained of abdominal pain or discomfort caused by
a large tumor mass compressing the adjacent organs.
At diagnosis, 120 patients (43%) had FIGO stage I dis-
ease. From the group of 52 women assessed for tumor
markers, 45 (85.5%) had elevated levels of squamous cell
carcinoma antigen (SCC-Ag); 77% of these patients had
high CA 19-9 levels, 71% had increased CA-125 levels, and
67% had high CEA levels. There was no positive correla-
tion between elevated tumor marker levels and the FIGO
stage. The cited study also compared the mean survival
time with respect to the therapy. The mean survival time
was longer in patients with FIGO stage Ia who underwent
hysterectomy with salpingo-oophorectomy (49.9 months)
compared to patients who did not undergo this pro-
cedure (15.8 months). Omentectomy had no effects on
the survival time, whereas lymphadenectomy increased
the survival time in patients at advanced clinical stages.
Increased survival time after the inclusion of adjuvant
chemotherapy was observed in patients on treatment reg-
imens with an alkylating agent. The mean survival time
was 57 months compared to 25 months in women receiv-
ing no alkylating agents. No benefits were demonstrated
for radiotherapy.

Kikkawa et al.® reported that the size of the tumor is an
important factor differentiating between benign and malig-
nant teratomas. Mature teratomas with the SCC compo-
nent were significantly larger in size compared to benign
dermoid cysts. The mean size of 37 tumors with SCC was
152.3 mm, while the cut-off value differentiating between
benign and malignant tumors was 99 mm. In the case of
adenocarcinoma arising in mature teratoma, no correlation
was observed between the size of the tumor and the pres-
ence of neoplastic transformation®. The cited study and
findings suggest that it may be assumed based on a larger
tumor size estimated during the preoperative diagnosis that
the teratoma will contain a SCC component.

Although the preoperative differential diagnosis of der-
moid ovarian tumors with focal malignant transformation
is difficult, determination of SCC-Ag levels and a monitor-
ing of their potential increase in patients with teratomas
may prove useful, particularly in the monitoring of disease
recurrence'?). Tseng et al."? found elevated SCC-Ag levels
in 16 out of 24 patients (67%) with dermoid ovarian tumors
with a SCC component. Furthermore, increased SCC-Ag
levels were found in all patients with recurrent cysts. This
indicates the possibility to use assays for this antigen for
treatment monitoring and early recurrence detection. Mori
et al."? found that malignant transformation should be
expected in patients over 40 years of age and with SCC-Ag
levels above 2.5 ng/mL.

THYROID CANCER
Struma ovarii is a rare form of teratoma. The tumor tis-

sue contains more than 50% of mature or fetal thyroid
tissue. These tumors account for only 3% of dermoid
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mozliwo$¢ wykorzystania oznaczen tego antygenu w celu
monitorowania leczenia i wczesnego wykrycia wznowy.
Z kolei Mori i wsp.!? stwierdzili, ze transformacji zto$li-
wej nalezy sie spodziewad u pacjentek powyzej 40. roku
zycia oraz z warto$ciami SCC-Ag powyzej 2,5 ng/ml.

RAKTARCZYCY

Wole jajnikowe (fac. struma ovarii) jest rzadka postacia
potworniaka. W swoim utkaniu zmiana zawiera ponad 50%
dojrzalej lub plodowej tkanki tarczycowej. Guzy te stanowia
jedynie 3% torbieli dermoidalnych i 1% wszystkich guzow
jajnika®?. U okoto 5% pacjentek z rozpoznanym wolem jaj-
nikowym dochodzi do transformacji nowotworowej*. Prze-
rzuty obserwowane sa w 4-23% przypadkéw, w zaleznosci od
zajecia sgsiadujacych narzadéw miednicy malej'”). Rozsiew
wewnatrzotrzewnowy zlokalizowany jest gléwnie w sieci,
otrzewnej $ciennej, rzadziej — w drugim jajniku, ptucach,
kosciach, watrobie!'®. Ze wzgledu na bardzo rzadkie wyste-
powanie raka tarczycy w wolu jajnikowym diagnostyka i roz-
nicowanie zmian fagodnych od zlodliwych sa bardzo trudne.
Podwyzszony poziom tyreoglobuliny (Tg) w surowicy krwi,
charakterystyczny obraz ultrasonograficzny struma pearl
(dobrze odgraniczone, okraglte obszary hiperechogenne
o gladkich obrysach obserwowane w zmianach cystycznych)
oraz biochemiczne i kliniczne objawy nadczynnoéci tarczycy
moga nasuwac podejrzenie nowotworu zlogliwego.

Ciekawy przypadek 27-letniej chorej operowanej laparosko-
powo z powodu guza dermoidalnego jajnika lewego o sred-
nicy okoto 8 cm zreferowali Russo i wsp.!” Pacjentka wiele
lat po zabiegu zaczela sie skarzy¢ na tachykardig. W bada-
niach laboratoryjnych stwierdzono wysoki poziom Tg oraz
przeciwcial przeciwko Tg i peroksydazie przy niewykry-
walnym poziomie przeciwcial przeciwko receptorowi TSH.
Na podstawie powyzszych wynikow i badania ultrasonogra-
ficznego tarczycy, sugerujacego autoimmunologiczne zapa-
lenie gruczotu tarczowego, rozpoznano chorobe Hashimoto.
Ze wzgledu na nasilajace si¢ dolegliwoséci bolowe w okolicy
prawego dotu biodrowego oraz brak odchylen w badaniu
fizykalnym i ultrasonograficznym pacjentka zostata zakwali-
fikowana do operacji z powodu podejrzenia ostrego zapalenia
wyrostka robaczkowego. W wyrostku robaczkowym stwier-
dzono guzek wielkosci 0,7 cm. Ponadto, z uwagi na obecnos¢
guza jajnika prawego, guzowato zmienionej sieci wigkszej
i drobnych guzkéw na otrzewnej zatoki Douglasa, podejrze-
wano zlosliwy proces nowotworowy, potwierdzony w bada-
niu §rodoperacyjnym. Wykonano wyciecie macicy z przydat-
kami, biodrowg limfadenektomie, resekcje sieci, otrzewnej
zatoki Douglasa i wyrostka robaczkowego oraz totalng tyreo-
idektomie. Rozpoznanie histopatologiczne brzmiato: rak bro-
dawkowaty tarczycy G1 obecny w wyrostku robaczkowym,
prawych przydatkach, tkance okotojajnikowej lewej, otrzew-
nej zatoki Douglasa i sieci. W tarczycy nie znaleziono ognisk
nowotworu zlosliwego. Chora zostata zakwalifikowana do
terapii radiojodem. Po 104 miesigcach Scistej obserwacji uzy-
skano spadek warto$ci przeciwciat i remisje choroby.
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cysts and 1% of all ovarian tumors®?. Neoplastic trans-
formation occurs in about 5% of patients diagnosed with
struma ovarii'¥. Metastases are observed in 4-23% of
cases, depending on tumor invasion to adjacent pelvic
organs". The intraperitoneal spread is mainly located
in the omentum, peritoneal wall, less often, in the second
ovary, lungs, bones or liver!"®. Due to the very rare occur-
rence of thyroid cancer arising in struma ovarii, the dif-
ferential diagnosis of benign vs. malignant tumors is very
difficult. Elevated serum thyroglobulin (Tg) levels, charac-
teristic ultrasound image known as the struma pearl (well-
delineated, round hyperechoic areas with smooth outlines
observed within cystic lesions) as well as biochemical and
clinical manifestations of hyperthyroidism may suggest
a suspicion of malignancy.

An interesting case of a 27-year-old patient undergoing
a laparoscopic surgery due to left ovarian dermoid tumor
about 8 cm in diameter was presented by Russo et al.!"?)
Many years after the surgery, the patient began to com-
plain of tachycardia. Laboratory findings revealed high
levels of Tg and antibodies against Tg and peroxidase,
while the level of anti-TSH receptor antibodies was unde-
tectable. Based on the above findings and thyroid ultra-
sound scan indicating autoimmune thyroiditis, Hashimo-
to’s disease was diagnosed. Due to increasing pain in the
region of the right iliac fossa and the absence of abnormal-
ities found during physical or ultrasound examination, the
patient was qualified for a surgery due to suspected acute
appendicitis. A tumor with a size of 0.7 cm was found in
the appendix. Furthermore, a neoplastic process was sus-
pected due to the presence of right ovarian tumor, nod-
ular lesions within the greater omentum and small nod-
ules on the peritoneum of the rectouterine pouch, which
was confirmed intraoperatively. Hysterectomy with bilat-
eral salpingo-oophorectomy, lymphadenectomy, omen-
tectomy, resection of the rectouterine pouch peritoneum,
appendectomy and total thyroidectomy were performed.
Histopathological diagnosis was as follows: papillary car-
cinoma of the thyroid, Gl, present in the appendix, right
appendages, the left periovarian tissue, the peritoneum of
the pouch of Douglas and the omentum. No focal malig-
nancy was found in the thyroid. The patient was qualified
for radioiodine treatment. After 104 months of a close fol-
low-up, a decrease in antibody levels and disease remis-
sion were achieved.

In the case of ovarian tumors containing thyroid cancer
tissue which are larger than 1 cm, resection of the abnor-
mal appendages and omentum, a total thyroidectomy
and, if needed, radioiodine treatment, are a treatment of
choice™. Thyroidectomy allows for an exclusion of pri-
mary thyroid cancer. Due to the low number of cases,
there are no guidelines for adjuvant therapy or the dura-
tion of a follow-up after surgical treatment.

Laboratory evaluation of serum Tg levels is helpful in the
monitoring of patients with thyroid cancer in ovarian ter-
atoma. This sensitive assay is used for early recurrence
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W przypadku guzéw jajnika zawierajacych utkanie raka tar-
czycy wigkszych niz 1 cm leczeniem z wyboru jest usuniecie
zmienionych przydatkow i sieci, totalne wyciecie tarczycy
oraz — do rozwazenia — terapia radiojodem"®. Tyreoidek-
tomia pozwala na wykluczenie pierwotnego raka tarczycy.
Z uwagi na malq liczbe przypadkéw nie ma wytycznych co
do zastosowania leczenia uzupelniajacego oraz czasu trwa-
nia obserwacji po leczeniu operacyjnym.

Pomocne w monitorowaniu pacjentek z rakiem tarczycy
zlokalizowanym w potworniaku jajnika jest laboratoryjne
oznaczanie poziomu Tg w surowicy krwi. To czule badanie
stuzy do wezesnego wykrywania wznowy. Wzrost wartosci
moze oznacza¢ nawrot choroby, a rezonans magnetyczny
moze pomdc w lokalizacji ognisk podejrzanych.

CZERNIAK ZLOSLIWY

Czerniak zto$liwy to nowotwor sporadycznie rozpozna-
wany w torbielach dermoidalnych, czesto$¢ jego wyste-
powania wynosi 0,2-0,8%"?. Rokowanie u pacjentek
z potwierdzonym histopatologicznie czerniakiem zlosli-
wym w guzie jajnika jest zte. Ueng i wsp.®” w 2010 roku
opisali 5 takich przypadkow. Trzy pacjentki zmarly w 18.,
17. i 5. miesigcu od momentu postawienia diagnozy i wia-
czenia leczenia uzupelniajgcego. Brudie i wsp.?" dokonali
przegladu literatury z lat 2011-2015. U 9 kobiet rozpoznano
czerniaka ztosliwego w badaniu histopatologicznym mate-
riatu operacyjnego - potworniakow jajnika. Wiek chorych
wynosil 24-75 lat. Poczatkowa diagnoza byt w opisywa-
nych przypadkach guz jajnika o charakterze potworniaka.
Po leczeniu operacyjnym i potwierdzeniu histopatologicz-
nym obecnoéci komorek czerniaka zlosliwego pacjentki
otrzymywaly chemioterapie (dakarbazyna, cisplatyna,
taksol) i/lub interferon. Cztery chore mialy przerzuty odle-
gle i zmarly w ciagu kilku-kilkunastu miesiecy.
Stwierdzenie obecnos$ci komorek czerniaka ztosliwego
w torbieli dermoidalnej zawsze obliguje do wyklucze-
nia jego wtérnego pochodzenia. W zwigzku z powyzszym
nalezy wykluczy¢ obecno$¢ pierwotnego ogniska czerniaka
skory, oka, centralnego ukladu nerwowego i przewodu
pokarmowego.

RAK UROTELIALNY

Innym rzadko wystepujacym nowotworem mogacym rozwi-
na¢ si¢ w potworniaku dojrzatym jest rak urotelialny, ktory
wywodzi sie z nablonka przejsciowego. W literaturze opi-
sano dotychczas 5 przypadkéw transformacji nowotworo-
wej urotelialnej. Chuang i wsp.?? przedstawili historie cho-
roby 54-letniej kobiety z 20-centymetrowym guzem jajnika
prawego o gladkiej powierzchni z przewazajacg kompo-
nenty thuszczowa. Markery CA-125 i CEA byly w normie,
a miano CA 19-9 - podwyzszone (928,41 IU/ml przy nor-
mie <37,0 IU/ml). Ze wzgledu na podejrzenie zlosliwego cha-
rakteru zmiany (wysoki poziom CA 19-9, duzy rozmiar guza
i4-centrymetrowy lity guzek wewnatrz torbieli uwidoczniony
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detection. Elevated Tg levels may indicate recurrence,
while magnetic resonance imaging may help localize sus-
picious focal lesions.

MALIGNANT MELANOMA

Malignant melanoma is a cancer that is rarely diagnosed in
dermoid cysts; its incidence is 0.2-0.8%?). The prognosis
in patients with histologically positive malignant melanoma
in ovarian cystic teratoma is poor. Ueng et al.?” described
5 such cases in 2010. Three patients died in months 18, 17
and 5 after the diagnosis followed by the inclusion of adju-
vant therapy. Brudie et al.?" performed a literature review
covering the period between 2011 and 2015. Histopatho-
logical evaluation of ovarian teratomas revealed malignant
melanoma in 9 women. The age of patients ranged between
24 and 75 years. Ovarian teratoma was the initial diagno-
sis in the described cases. After surgical treatment and his-
topathological confirmation of the presence of malignant
melanoma cells, the patients received chemotherapy (dacar-
bazine, cisplatin, taxol) and/or interferon. Four patients had
distant metastases and died within several months.
Detection of malignant melanoma cells in a dermoid cyst
always obliges to exclude its secondary origin. Therefore,
it is necessary to exclude the presence of primary mela-
noma of the skin, the eye, the central nervous system and
the gastrointestinal tract.

UROTHELIAL CARCINOMA

Urothelial carcinoma, which originates from transitional
epithelium, is another rare tumor that may arise in mature
teratoma. So far, 5 cases of urothelial neoplastic trans-
formation have been described in the literature. Chuang
et al.?? presented a case report of a 54-year-old woman
with a 20-centimeter right ovarian tumor with smooth sur-
face and predominant lipid component. CA-125 and CEA
markers were normal, whereas CA 19-9 titers were elevated
(928.41 TU/mL vs. normal of <37.0 IU/mL). Due to sus-
pected malignancy (high CA 19-9 levels, large tumor size
and a 4-centimeter solid tumor inside the cyst revealed by
magnetic resonance imaging), the patient was qualified for
laparotomy. Histopathologically, it was a mature teratoma,
while the solid component of the cyst was diagnosed as uro-
thelial carcinoma. The mean age of patients with urothelial
carcinoma arising in teratoma was 53 years. In most cases,
the tumor diameter was more than 10 cm, and the malig-
nant tumor was at an early clinical stage at the time of diag-
nosis. Neoadjuvant chemotherapy was necessary in only
1 patient.

PERITONEAL GLIOMATOSIS
Peritoneal gliomatosis (PG) is an interesting condition

to be included in the differential diagnosis of benign
vs. malignant ovarian tumors. It is characterized by the
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w rezonansie magnetycznym) pacjentke zakwalifikowano do
laparotomii. Histopatologicznie byl to potworniak dojrzaty,
za$ w litej komponencie torbieli rozpoznano raka urotelial-
nego. Sredni wiek pacjentek z rakiem urotelialnym obec-
nym w teratoma wynosit 53 lata. W wigkszosci przypadkow
guzy mialy $rednice powyzej 10 cm, a nowotwor zlosliwy
w momencie rozpoznania byt we wczesnym stadium zaawan-
sowania klinicznego. Tylko u 1 chorej zachodzila koniecz-
nos¢ podania neoadiuwantowej chemioterapii.

GLEJAKOWATOSC OTRZEWNE)J

Ciekawym schorzeniem, ktdre nalezy uwzgledni¢ w dia-
gnostyce roznicowej zmian tagodnych i ztosliwych jajnika,
jest glejakowato$¢ otrzewnej (gliomatosis peritonei, GP).
Charakteryzuje si¢ ona obecno$cig mnogich tagodnych
guzkow otrzewnej, bedacych implantami dojrzatej tkanki
glejowej. To bardzo rzadka choroba, zazwyczaj wspolist-
niejaca z potworniakami o réznym stopniu dojrzatosci.
GP wystepuje gtownie u mlodych kobiet operowanych
z powodu guzéw jajnika typu teratoma. Patogeneza gleja-
kowatosci nie jest do konica poznana. Wedlug jednej z teo-
rii do powstawania implantéw otrzewnowych tkanki gle-
jowej dochodzi w konsekwencji pekniecia torebki guza lub
jej mechanicznego uszkodzenia w trakcie operacji albo na
drodze rozsiewu naczyniami limfatycznymi i krwiono-
$nymi®?. Druga teoria sugeruje proces metaplazji komérek
przewodu Miillera na skutek nieznanej stymulacji, z naste-
powym tworzeniem sie skupisk komérek glejowych@®.
Po raz pierwszy GP zostala opisana przez Neuhdusera
w 1906 roku®. Dotychczas w literaturze opisano okoto
100 przypadkow.

Wang i wsp.®® przedstawili przypadek 19-letniej kobiety
z podejrzeniem raka jajnika, u ktérej na podstawie tomo-
grafii komputerowej rozpoznano obustronne guzy jaj-
nika ze wspolistniejagcym wodobrzuszem, licznymi guz-
kami otrzewnej i masa guzowata sieci wigkszej. Wykonano
prawostronne usuniecie przydatkow, lewostronne wytusz-
czenie guza i resekcje sieci wigkszej. Guz przydatkow pra-
wych - potworniak niedojrzaly z obecnoscia tkanki neu-
roektodermalnej — miat okoto 30 cm $rednicy, jajnik lewy
wypelniony byt 2-centymetrows lagodna torbielag dermo-
idalna. Guzki na otrzewnej byly potwierdzonymi histopato-
logicznie wszczepami tkanki glejowej, bez cech atypii.
Wiekszoé¢ przypadkéw GP mozna obserwowa¢ przez diugi
okres, nawet kilkudziesieciu lat®”, trzeba jednak mie¢ na
uwadze, ze w implantach moze wystgpi¢ wtorny nowo-
twor ztosliwy®. W zwiazku z powyzszym pacjenci z roz-
poznang GP powinni by¢ pod $cista obserwacja lekarska,
zwlaszcza ze w literaturze opisywane s przypadki zgonow
z powodu takiej rzadkiej formy nowotworu. W diagno-
styce roznicowej nalezy wykluczy¢ nie tylko drobnoguz-
kowy rozsiew wewnatrzotrzewnowy nowotworu ztosliwego,
lecz takze gruzlice i sarkoidozg. W tym miejscu nalezaloby
wspomnie¢ o zjawisku zwanym ,,chemioterapeutyczna
retrokonwersjg” (growing teratoma syndrome, GTS), ktore

CURR GYNECOL ONCOL 2016, 14 (4), p. 204-211

presence of multiple benign peritoneal nodules, rep-
resenting the implants of mature glial tissue. This is
a very rare disease, usually coexisting with teratomas
with varying degrees of maturity. PG is mostly found
in young women undergoing surgical treatment due to
ovarian teratoma. The pathogenesis of gliomatosis is not
fully understood. According to one theory, glial perito-
neal implants develop as a result of tumor capsule dis-
ruption or mechanical damage during surgery or due to
cancer spread through blood or lymph®®. Another the-
ory suggests a metaplasia of the Miillerian duct cells due
to unknown stimulation, followed by the formation of
glial cell clusters®. PG was first described by Neuhéuser
in 1906, So far, about 100 cases have been described in
the literature. Wang et al.?® presented a case of a 19-year-
old woman with suspected ovarian cancer, who was diag-
nosed, based on computed tomography imaging, with
bilateral ovarian tumors with concomitant ascites, mul-
tiple peritoneal nodules and a nodular mass in the greater
omentum. Right salpingo-oophorectomy, left-sided
tumor enucleation and a resection of the greater omen-
tum were performed. The right adnexal tumor - imma-
ture teratoma with neuroectodermal tissue — was about
30 cm in diameter; the left ovary contained a 2-centime-
ter benign dermoid cyst. The nodules found on the peri-
toneum were confirmed histopathologically as glial tis-
sue implants, with no signs of atypia.

In most PG cases, long-term monitoring (up to several
decades) may be sufficient®. It should be noted, how-
ever, that a secondary malignancy may develop within
implants®®. Therefore, patients diagnosed with PG should
be under close medical observation, especially that cases
of death due to this rare neoplasm have been reported
in the literature. Differential diagnosis should exclude
not only micronodular intraperitoneal spread of malig-
nant tumor, but also tuberculosis and sarcoidosis. At this
point, it seems worth mentioning a phenomenon known
as “chemotherapeutic retroconversion” (growing tera-
toma syndrome, GTS), manifested by a conversion of met-
astatic immature teratoma into a mature tumor as a result
of chemotherapy®.

SUMMARY

A preoperative suspicion of malignant transformation in
detected teratoma is nearly impossible, which increases
the risk of cancer spread and reduces patient’s survival
time. It may be concluded, based on the comparison
between mature teratomas and those containing malig-
nant components, that malignant tumors statistically
more often present as tumors with a larger diameter and
are found in middle-aged and postmenopausal women.
The serum levels of markers may be either elevated or
normal. Increased CA-125, CA 19-9, CEA and SCC-Ag
levels were found in mature teratomas with SCC. Elevated
CA 19-9 levels were observed in urothelial carcinoma.
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objawia si¢ konwersjg ognisk przerzutowych potworniaka
niedojrzalego w dojrzaty posta¢ na skutek chemioterapii®®®.

PODSUMOWANIE

Przedoperacyjne wysuniecie podejrzenia transformacji zto-
$liwej w wykrytym potworniaku jest niemal niemozliwe,
co zwigksza prawdopodobienstwo rozprzestrzenienia sie
nowotworu i skrocenia czasu przezycia chorej. Na podsta-
wie poréwnania potworniakéw dojrzatych z tymi zawiera-
jacymi komponenty zfo$liwe mozna wnioskowac, ze nowo-
twory zlosliwe statystycznie czesciej sa guzami o wiekszej
$rednicy oraz wystepuja u kobiet w srednim wieku i w okre-
sie postmenopauzalnym. Poziomy markeréw w surowicy
krwi moga by¢ podwyzszone lub pozostawa¢é w granicach
normy. W potworniakach dojrzatych z obecnoscia SCC
obserwowano wzrost poziomu CA-125, CA 19-9, CEA
oraz SCC-Ag. W przypadku raka urotelialnego odnotowy-
wano znaczacy wzrost poziomu CA 19-9. Jednak wysokie
warto$ci marker6w nowotworowych wystepowaly réwniez
u pacjentek ze zmianami tagodnymi®®.

Wielkos¢ guza oceniana w przedoperacyjnych badaniach
obrazowych moze sugerowa¢ charakter zlosliwy, ale takze
przy matych torbielach dermoidalnych nie mozna wyklu-
czy¢ obecnosci transformacji nowotworowej — dotyczy to
zwlaszcza komorek gruczolakoraka. Wieksze ryzyko nowo-
tworu zlosliwego wystepuje w przypadkach duzych guzow,
u kobiet powyzej 45. roku zycia, przy podwyzszonych mar-
kerach nowotworowych i obecnosci fragmentow litych
w torbielach. W takich wlasnie przypadkach pomocne jest
rozszerzenie diagnostyki obrazowej o rezonans magne-
tyczny lub pozytonowa tomografi¢ emisyjna.

Leczenie teratoma maturum, bez wzgledu na to, czy zacho-
dzi podejrzenie obecnosci ognisk nowotworu zlosliwego,
polega na zabiegu chirurgicznym i usunieciu zmiany. Jedy-
nie zakres operacji moze ulec zmianie. Decyzja o wykona-
niu zabiegu oszczedzajacego przy podejrzeniu transformacji
ztoéliwej duzego guza dermoidalnego u kobiety w okresie
okolomenopauzalnym rodzi ryzyko rozsiewu komoérek
nowotworowych w momencie uszkodzenia torebki guza,
dlatego u takich pacjentek rozsadng decyzjg bedzie przy-
najmniej jednostronne usuniecie przydatkow z zachowa-
niem zasad aseptyki onkologicznej. W przypadku mlodych
kobiet, zwlaszcza nierddek, sytuacja jest nieco odmienna.
Ze wzgledu na bardzo rzadkie wystepowanie transformacji
ztodliwych w guzach dermoidalnych jajnika nie ma danych
na temat optymalnej opcji leczenia. W literaturze opisy-
wane sg przypadki cigz zakonczonych zywymi urodzeniami
u mlodych kobiet operowanych z powodu wola jajnikowego
z komponentg raka tarczycy, u ktérych wykonano jedno-
stronng adneksektomie®V.
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However, high levels of tumor markers were also detected
in patients with benign lesions®.

Although the size of the tumor, which is evaluated based
on preoperative imaging, may suggest malignancy, neo-
plastic transformation cannot be excluded also in the
case of small dermoid cysts; and this particularly applies
to adenocarcinoma cells. An increased risk of malig-
nancy is observed for large tumors, women over 45 years
of age, elevated tumor marker levels and the presence
of solid fragments within the cysts. Extended diagnos-
tic imaging using magnetic resonance or positron emis-
sion tomography is helpful in such cases. The treatment
of mature teratomas, regardless of whether there is suspi-
cion of focal malignancy, always involves a surgical pro-
cedure and tumor resection. Only the surgical extent may
differ. A decision to perform conserving surgery in the
case of suspected malignant transformation of a dermoid
tumor in a postmenopausal patient is associated with
the risk of the spread of cancer cells after tumor capsule
damage. Therefore, unilateral salpingo-oophorectomy
in accordance with the principles of oncological asep-
tics should be considered as the minimum management
in these patients. The situation is somewhat different in
young patients, nulliparas in particular. Due to the very
low incidence of neoplastic transformations in dermoid
ovarian cysts, there are no data on the optimal treatment
option. Cases of pregnancies, which resulted in live births,
in young women undergoing unilateral adnexectomy due
to struma ovarii with thyroid carcinoma component have
been described in literature®".
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