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Angioleiomyoma — a rare variant of genital myomas: report of two cases
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Streszczenie |

Wstep: Angioleiomyoma (leiomyoma angiogenes) jest nieztosliwym nowotworem pochodzenia mezenchymalnego.
Jego wystepowanie w trzonie macicy okreslane jest jako niezwykle rzadkie, a w okolicy wigzadta szerokiego macicy —
jako skrajnie rzadkie (opisano jedynie pojedyncze przypadki). Celem pracy jest przedstawienie przypadkow angio-
leiomyoma — trzonu macicy i okolicy wiezadla szerokiego macicy — potwierdzonych wynikiem mikroskopowym
w pooperacyjnych badaniach histopatologicznych. Okreslono cz¢sto$¢ wystepowania tego podtypu mig$niaka
gtadkokomorkowego wsrod przypadkow operowanych z powodu mig$niakow narzadow rodnych. Material i metody:
Do zabiegu operacyjnego kwalifikowano pacjentki na podstawie badania ginekologicznego, badania ultrasonogra-
ficznego oraz oceny histologicznej wyskrobin z jamy macicy. Ostateczne rozpoznanie byto ustalane w Zaktadzie
Patomorfologii Radomskiego Szpitala Specjalistycznego im. dr. Tytusa Chatubiniskiego na podstawie bada-
nia mikroskopowego materiatlu pooperacyjnego. Analiz¢ kliniczng przeprowadzono w odniesieniu do przypad-
kow opisanych w dostepnym pismiennictwie Swiatowym. OkreSlono czgsto$¢ wystepowania leiomyoma angiogenes
wsrod przypadkow z rozpoznanymi — w badaniach pooperacyjnych — migSniakami oraz migSniakami i wspotistnie-
jaca gruczolistodcig Srddmaciczng narzadow rodnych. Wyniki: Sposrod operowanych kobiet z powodu migsnia-
kéw (n = 179; 60,9%) oraz migSniakdw i gruczolistosci Srodmacicznej (n = 115; 39,1%) narzadéw rodnych — razem
294 przypadki — utkanie angioleiomyoma mi¢Sniaka gtadkokomorkowo-mig$niowego rozpoznano w pooperacyj-
nych badaniach histopatologicznych dwukrotnie. Stanowito to 0,68% grupy kobiet z mi¢§niakami oraz mig$nia-
kami i gruczolistoScia Srodmaciczng macicy. Z kolei w grupie z mig§niakami i gruczolistoScig Srédmaciczng macicy,
ktore wspdtistnialy z angioleiomyoma, odsetek ten byl ponad dwukrotnie wyzszy i wyniost 1,74%. Oméwienie:
U obu pacjentek odnotowano wartosci wskaznika BMI swiadczace o otytosci (54,6 kg/m?i 36,6 kg/m?> — klasa I111 11),
a takze powiklania zwigzane z gojeniem rany pooperacyjnej. Wnioski: Rozpoznanie angioleiomyoma narzadow
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rodnych umozliwia wylacznie badanie histopatologiczne. Wystgpowanie leiomyoma angiogenes dotyczyto w pierw-
szym przypadku trzonu macicy, a w drugim okolicy wi¢zadla szerokiego macicy. Odsetek wystgpowania tego nowo-
tworu wsrdd pacjentek operowanych z powodu migSniakow narzadow rodnych wyniost 0,68%.

Stowa kluczowe: mieSniaki macicy, angioleiomyoma macicy, angioleiomyoma wigzadla szerokiego macicy, mi¢Sniak
komorkowy, migSniaki przymacicza

Coaep:xanue |

Background: Angioleiomyoma (leiomyoma angiogenes) is a benign tumor of mesenchymal origin. Its location in the
uterine body is extremely rare and in the broad ligemant is considered exceptional (to date, only isolated cases
have been described). The aim of this paper is to present two histologically verified cases of angioleiomyoma —
of the uterine body and of the broad ligament. Incidence of this subtype of leiomyoma among patients operated
on for genital myomata is discussed. Material and methods: Patients were qualified for surgery based on gyneco-
logic examination, sonographic study and histological assessment of uterine scrapings. Final diagnosis was made
in Department of Pathology of the Doctor Tytus Chatubinski Specialized Hospital in Radom based on microscopic
study of surgical specimens. Clinical analysis included cases reported in available world literature. Determined
were both incidence of leiomyoma angiogenes among patients with a postoperative diagnosis of myoma and those
with myoma coexisting with intrauterine genital endometriosis. Results: Among women operated on for myoma
(n = 179; 60.9%) and for myoma with intrauterine genital endometriosis (n = 115; 39.1%) — a total of 294 cases —
angioleiomyoma was found twice in postoperative histological studies. This accounted for 0.68% of the entire
group of women with myoma. On the other hand, among those with myoma and endometriosis, this proportion
was twice as high, reaching 1.74%. Discussion: Both patients had BMI value indicating obesity (54.6 kg/m? and
36.6 kg/m? — class III and II) and poor healing of their surgical wounds. Conclusions: Diagnosis of genital angi-
oleiomyoma is possible only based on histological studies. The tumor was located in the uterine body and in the
broad ligament, respectively. Incidence rate of this tumor among patients operated on for genital myoma is 0.68%.

Key words: uterine leiomyoma, uterine angioleiomyoma, angioleiomyoma in the broad ligament of the uterus, cel-
lular myoma, parametrial myoma

Beenenne: Aurnoneriomnoma (leiontyoma angiogenes) 310 oOPOKaUYeCTBEHHAST OMyXOJb ME3EHXMMAIBHOTO TIPOVC-
Xxoxpenns. Ero mpucyTcTBie B Telle MaTKM CUMTAETCS YPE3BBIYAIHO PEIKNM, & B 0OIACTH IMPOKOH CBSI3KM MATKH —
KpaitHe pefiko (OMKMCaHbI JULIb OT/eNbHbIE ciydyan). Llesb padoThl 3aKit0uaeTcst B NPEe/ICTABICHUN CITy4aeB aHTHO-
JIelOMIOMa — TeJIa MaTKK 1 OOJIACTH IIMPOKON CBSI3KM MATKH — TIOATBEP3K/ICHHBIX PEe3yJIbTaTOM MIUKPOCKOITTYECKOro
WCCIIE/IOBAHMSI B TIOCTICOTIePALMOHHBIX TUCTONATOIOTMYECKIX HccnefioBanusix. OnpeiesieHa YacToTa BHICTKILICHSI JIaH-
HOT'O MOJTHTIA TTIAIKOMBILIIEYHOM CAPKOMBI CPE/IH CITyYaeB ONEepUPOBAHHBIX 1O TIOBOJY MATK/ PENPOyKTUBHBIX Opra-
HoB. Matepuan u Metofpl: Ha onepampro Hanpansimvch MAlMeHTK Ha OCHOBAHNM TMHEKOJIOTMYECKOTO MCCIEfloBa-
HUSL, yIBTPA3BYKa, a TAKXKE THCTOJIOTMYECKON OLEHKN COCKOOOB 13 MOJI0CT! MAaTKH. OKOHYATEIBHbIN INATHO3 ObLT
ycraHosieH B Ot/esneHuy naronoruy PajgoMckoit cnenpani3upoBatHoil 601bHUIB! uM. A-p TyTuca Xamy6uHckoro Ha
OCHOBAaHNM MHKPOCKOITIYECKOTO VCCIIE[IOBAHMSI TIOCTIeONepalioHHOro MaTepurana. KimmHieckuit ananu3 ObLT MpoBe-
JIeH JIUTsI CITy9YaeB, ONMCAHHBIX B JIOCTYITHON MUPOBOI uTepaType. OnpejiesieHa 4acToTa BLICTYIUICHUS leiomyoma
angiogenes Cpey CITy4aeB C MOJTBEP>KACHHBIMH, B TIOCTIEONEPALIOHHBIX MCCIEIOBAHNMSIX , MIOMAMH, @ TaKsKe MIOMa-
MU ¥ COMYTCTBYIOIM BHYTPHMATOYHBIM SHIOMETPHO30M PeNpOAyKTUBHBIX opraHoB. Pe3yabTaTei: Cpemm onepupo-
BAHHBIX JKEHIIMH B CBs13u ¢ MuoMoii (n = 179; 60,9%), a Takske MEOMOIT MCOMYTCTBYIOIM BHYTPUMATOUHBIM 3HIOMe-
Tpuo3oM (n = 115, 39,1%) penpopyKTUBHBIX OpraHoB — BMecTe 294 cilyyasi — aHTHOJIEHOMUOMA TIaJIKOMBIILEYHOI
MUOMbI OOHAPY3KEHA B MOCIEONePAOHHbIN TUCTONATOIOMMYECKUX UCCIEIOBAHMSIX JIBAK/Ibl. DTO MPEJICTABIISLIO
0,68% TpynIIbI 3KEHIIMH C MEOMaMH, & TAKKe MAOMAaMH 1 BHY TPMMATOYHBIM SHJIOMETPHO30M MaTKH. B cBOIO ouepenp,
B TPYIIe C MUOMaMH M BHYTPUMATOUHBIM SHJJOMETPHO30M MaTKH, KOTOPbIE COIPOBOXKIAIOIIM aHTHOJIEHOMIOMY , TOT
TPOLIEHT GbUT BABOE BbIIIE 1 COCTABISUT 1,74%. AHanmu3: Y o6enx MauyeHToK 3a(hiKCUPOBAHbI 3HAUEHWST TIOKA3aTest
BMI, cBupierenscTByfomme o oxupennn (54,6 kr/m? u 36,6 kr/m? — kitace I u 11), a Takske OCIOKHEHNSI, CBSI3aHHbIE
C 3aKMBIIEHUEM TOCTIEONEePAlMOHHOM paHbl. BeiBoabI: [yarHo3 aHruonefioMuoMa penpofgyKTHBHBIX OPraHOB MOKET
TOJITBEP/IUTCST UCKITIOUNTENBHO B THCTOMATONOMMYECKOM KCCIIeloBaHiN. BricTyienue leiomyoma angiogenes xaca-
JI0Ch B TIEPBOM CIlydyae TeJla MaTKH, a BO BTOPOM CJTy4ae OOJIACTH IIMPOKON CBSI3KM MaTKU. [IpOLEHT BBICTYIUICHUS!
9TOTO BUJIA OMyXOJM CPE/IH MALEHTOK,, ONIEPUPYEMbIX Ha MIOMY PENpOfyKTUBHBIX OpraHoB cocTasii 0,68%.

KiioueBble ¢j10Ba: MHOMa MaTKH, aHTHOJIEIOMIOMA MAaTKH, AaHTMOJIEIOMUOMA LIMPOKON CBA3KM MATKU, KIIETOYHAS
MHOMa, MIOMa NTapaMETPUTOM
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WSTEP

ngioleiomyoma (leiomyoma angiogenes) jest nie-
A ztoSliwym nowotworem pochodzenia mezenchy-
malnego. Nowotwory te zbudowane sg z komorek
mi¢sni gladkich Scian tetnic lub zyt i zawieraja grubo-
Scienne naczynia krwionos$ne, wystepuja najczesciej
w koficzynach dolnych, gornych oraz w okolicy glowy
i szyi. Sposrod szerokiego repertuaru wariantow mig-
Sniaka gtadkokomorkowego (leiomyoma) macicy wystgpo-
wanie leiomyoma angiogenes w trzonie macicy okreslane
jest jako niezwykle rzadkie, a w okolicy wigzadla szero-
kiego macicy — jako skrajnie rzadkie (opisano jedynie po-
jedyncze przypadki). Byun i wsp.? oraz Handler i wsp.©®
znalezli w dostepnej literaturze angielskiej odpowiednio
101 11 opisow przypadkdw angioleiomyoma uteri.

CEL PRACY

Celem pracy jest:

* prezentacja dwoch przypadkow angioleiomyoma narza-
doéw rodnych;

* okreSlenie cze¢stoSci wystepowania tego podtypu mig-
Sniaka gtadkokomoérkowego w odniesieniu do stwier-
dzonych w tym czasie przypadkéw migsniakow oraz
mi¢Sniakdw i gruczolistosci srddmacicznej (n = 294)
macicy oraz — oddzielnie — przypadkéw migSniakow
wspolistniejacych z gruczolistoscig srodmaciczng
(n = 115) macicy.

MATERIAL I METODY

Analizie retrospektywnej poddano dokumentacj¢ me-
dyczna dwoch chorych sposrod 294 operowanych pacjen-
tek, u ktérych w badaniach pooperacyjnych stwierdzono
migs$niaki oraz migSniaki ze wspotistniejaca gruczolisto-
Scig Srddmaciczng macicy.

Do zabiegu operacyjnego kwalifikowano pacjentki na
podstawie badania ginekologicznego, badania ultrasono-
graficznego oraz oceny histologicznej wyskrobin z jamy
macicy. Ostateczne rozpoznanie byto ustalane w Zakta-
dzie Patomorfologii Radomskiego Szpitala Specjalistycz-
nego im. dr. Tytusa Chatubinskiego na podstawie bada-
nia mikroskopowego materiatu pooperacyjnego.

WYNIKI

W materiale wtasnym na Oddziale Ginekologiczno-Po-
tozniczym w Lipsku wsrod 294 przypadkow z migSniaka-
mi (n = 179) oraz mi¢$niakami i gruczolistoscig Srodma-
ciczng (n = 115) macicy - stwierdzonymi w badaniach
pooperacyjnych — odnotowano dwa przypadki leiomyo-
ma angiogenes. W pierwszym przypadku byt to mig$niak
podsurowiczy (leiomyoma angiogenes partim epithelio-
ides) umiejscowiony w przedniej Scianie trzonu macicy,

76 | v drugim — w okolicy przymacicza lewego (leiomyoma

INTRODUCTION

ngioleiomyoma (leiomyoma angiogenes) is a be-
A;]ign tumor of mesenchymal origin. These lesions
re composed of smooth muscle cells originat-
ing in arterial and venous wall and contain thick-walled
blood vessels. They usually develop in lower and upper
extremities and in head and neck area”. Among a vast
repertoire of variants of smooth-muscle uterine myomata
(leiomyoma), angiogenic leiomyoma of the uterine body is
considered very rare and in the broad ligament — extreme-
ly rare (to date, single cases only have been described).
Byun et al.® and Handler ez al.® have found in available
English literature 10 and 11 reports of uterine angioleio-
myoma, respectively.

AIM OF THE PAPER

The purpose of this paper is:

* to present two cases of genital angioleiomyoma;

* to determine incidence rate of this subtype of smooth-mus-
cle myoma in the context of concomitantly diagnosed
myomas and intrauterine endometriosis (n = 294) and,
separately, of myoma coexisting with endometriosis
(n = 115).

MATERIAL AND METHODS

Retrospective analysis included hospital records of two
patients out of 294 women undergoig surgery, where
postoperative histological study revealed myoma and my-
oma coexisting with intrauterine endometriosis.

Patients were qualified for surgery based on gynecologic
examination, sonography and histological study of uter-
ine scrapings. Final diagnosis was determined by Depart-
ment of Pathology of the Doctor Tytus Chatubifiski Spe-
cialized Hospital in Radom, based on microscopic study
of surgical specimens.

RESULTS

Own material collected over 17 years includes 294 cases
of myoma, thereof myoma alone was present in 179 cas-
es and myoma coexisting with intrauterine endometriosis
in 115. Among these patients, 2 cases of leiomyoma an-
giogenes were found based on postoperative histological
verification. The first was a subserous myoma (leiomyo-
ma angiogenes partim epithelioides) located at the anteri-
or wall of the uterine body, and the second — a leiomyo-
ma angiogenes cellulare oedematosum located in the left
parametrium. In both cases, uterine body harbored le-
sions consistent with myomata and intrauterine endome-
triosis. Both cases of leiomyoma angiogenes accounted for
0.68% of the group of women with myoma. On the other
hand, among women with both myoma and endometri-
osis, this proportion was twice as high, reaching 1.74%.
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angiogenes cellulare oedematosum). W obu przypadkach
W trzonie macicy stwierdzono ponadto obecno$¢ mies-
niakow i gruczolistoSci Srddmacicznej. Dwa przypadki
leiomyoma angiogenes stanowity 0,68% grupy kobiet
z mi¢Sniakami oraz mig¢Sniakami i gruczolistoScig $rod-
maciczng macicy. Z kolei w grupie tylko z mi¢Sniakami
1 gruczolistoScig Srodmaciczng macicy odsetek ten byt
ponad dwukrotnie wyzszy 1 wyniost 1,74%.

OPIS PRZYPADKOW
PRZYPADEK 1.

Pacjentka 51-letnia, hospitalizowana na Oddziale Gineko-
logiczno-Potozniczym w Lipsku w dniu 20.01.1998 roku
celem leczenia operacyjnego z powodu mi¢Sniakow ma-
cicy. Przed 6 miesigcami wykonano u niej diagnostyczna
abrazj¢ jamy macicy. Wynik badania histopatologicz-
nego: strzepy Sluzowki trzonu macicy o cechach zani-
kowych.
Badanie podmiotowe: Pierwsza miesigczka w 12. roku
zycia. Miesigczki regularne — co 28 dni, trwajace 4 dni,
ostatnio obfite, bolesne. Pacjentka rodzita czterokrotnie,
drogami i sifami natury, ostatni porod przed 23 laty.
Badanie przedmiotowe: masa ciata — 136 kg, wskaznik
masy ciata (body mass index) BMI — 54,6 kg/m? (otytoSci
superpatologiczna; klasa III). NadciSnienie t¢tnicze:
RR 210/100 mm Hg.
Po konsultacjach specjalistycznych wdrozono leczenie ce-
lem normalizacji ciSnienia tetniczego krwi.
W badaniach laboratoryjnych nie stwierdzono odchylen
od stanu prawidiowego. W wymazie z pochwy odnoto-
wano obecnoS$¢ Staphylococcus saprophyticus (metycyli-
nowrazliwy) 1 Escherichia coli.
Chora operowana w dniu 29.01.1998 roku. Jame¢ brzuszna
otwarto cieciem poSrodkowym dolnym. Stwierdzono po-
wickszenie trzonu macicy w caloSci oraz obecnos¢ migs-
niaka podsurowicowkowego przedniej Sciany trzonu
macicy o Srednicy okoto 6,0 cm. W przydatkach lewych
niewielka torbiel surowicza okolojajnikowa. Wykonano
amputacj¢ trzonu macicy z przydatkami obustronnie,
w sposob typowy. Kikut szyjki macicy umocowano do
wi¢zadet oblych.
W przebiegu pooperacyjnym odnotowano — w dolnym
biegunie — cz¢Sciowe rozejscie rany pooperacyjnej i goje-
nie czeSciowo przez rychiozrost, a cz¢sciowo przez ziar-
ninowanie. Chora zostata wypisana z Oddziatu w 12. do-
bie po operacji.
Wynik badania histopatologicznego:
* Trzon macicy: Leiomyomata duo et endometriosis corporis
uteri. Endometrium in stadio proliferationis.
* Przydatki lewe: Atrophia ovarii. Cystoma serosum simplex
paraovarialis. Oviductus.
* Przydatki prawe: Atrophia ovarii. Oviductus.
* Migsniak podsurowicowkowy macicy: Leiomyoma angio-
genes partim epithelioides.
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CASE 1

Patient, aged 51, admitted to our facility on 20.01.1998

for surgical treatment of uterine myoma, with a history

of diagnostic uterine abrasion 6 months before. Histo-

logical study performed by then revealed atrophic en-

dometrium.

Medical history was unremarkable: menarche at the age

of 12, regular periods of 28 days, lasting for 4 days, re-

cently turning more profuse and painful. The patient gave

birth four times, always by physiological route; last la-

bour took place 23 years ago.

Physical examination revealed body mass 136 kg (BMI

54.6 kg/m?, consistent with suprapathologic obesity,

class III), arterial hypertension 210/100 mm Hg.

After consultation by respective specialists, treatment

aiming at lowering blood pressure was instituted.

Laboratory tests were within normal range. Vaginal smear

revealed the presence of Staphylococcus saprophyticus

(methicillin-sensitive) and Escherichia coli.

The patient underwent surgery on 29.01.1998. Abdomi-

nal cavity was opened by low-midline incision. Inspection

revealed enlarged uterus with a subserous myoma on

the anterior wall, measuring about 6.0 cm and a small se-

rous periovarian cyst on the left. Amputation of the uter-

ine body with bilateral adnexectomy was performed by

the standard technique. Uterine stump was affixed to /ig-

amentum teres uteri bilaterally.

Postoperative course was complicated by partial dehis-

cence and healing by granulation and by first intention

of the inferior part of surgical wound. The patient was

discharged home on the 12" postop day.

Histological study of surgical specimens revealed:

* Uterine body: Leiomyomata duo et endometriosis corporis
uteri. Endometrium in stadio proliferationis.

* Left adnexae: Atrophia ovarii. Cystoma serosum simplex
paraovarialis. Oviductus.

* Right adnexae: Atrophia ovarii. Oviductus.

* Subserous myoma of the uterus: Leiomyoma angiogenes
partim epithelioides.

CASE 2

Patient, aged 47, admitted on 25.02.1999, presenting
signs of “acute abdomen”. Ailments (abdominal pain,
nausea and vomiting) lasted for 3 days, exacerbating on
the day of admission.

Medical history was unremarkable, with menarche at
the age of 14, periods regular, every 28 days, recently
more prolonged, profuse and painful. Last menses on
12.02.1999 roku. The patient gave birth three times, al-
ways by natural route. She suffered one spontaneous
abortion in the first trimester of pregnancy, terminated
by curettage of the uterine cavity.
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PRZYPADEK 2.

Chora 47-letnia, przyjeta do szpitala w dniu 25.02.1999
roku. Hospitalizowana z powodu stwierdzenia objawow
ostrego brzucha. Dolegliwosci chorobowe — w postaci
bolow brzucha, nudnosci, wymiotow — utrzymywaly sie
od 3 dni, w dniu hospitalizacji nasilily sig¢.

Badanie podmiotowe: Pierwsza miesigczka w 14. roku
zycia. Miesigczki co 28 dni, ostatnio przedtuzone, obfite,
bolesne, ostatnia 12.02.1999 roku. Pacjentka rodzita trzy-
krotnie, drogami i sitami natury. Przebyta jedno poronie-
nie, samoistne — w pierwszym trymestrze cigzy, zakoficzo-
ne wylyzeczkowaniem jamy macicy.

Badanie przedmiotowe: Stan ogdlny pacjentki Srednio
cigzki, RR - 130/100 mm Hg, t¢tno — 92/min, tempera-
tura ciata — 36,8°C. Masa ciata — 98 kg, wskaznik BMI —
36,6 kg/m? (otytos¢; klasa II). Objawy otrzewnowe do-
datnie.

Badanie ginekologiczne: We wziernikach w pochwie
tres¢ krwisto-ropna, widoczna nic spirali antykoncepcyj-
nej. Sklepienie tylne pochwy uwypuklone, zywo bolesne
w czasie wziernikowania.

Badanie zestawione: Trzon macicy w przodozgieciu,
w catosci powickszony, w Scianie tylnej badalny guz
o $rednicy okoto 5,0 cm. W okolicy przymacicza lewego
badalny lity op6r o wymiarach 8,0 x 6,0 cm, pozostajacy
w tacznosci z lewa krawedzig macicy. Badanie utrudnio-
ne ze wzgledu na objawy zapalenia otrzewnej. Usuni¢to
spiral¢ antykoncepcyjng, wykonano diagnostyczng abra-
zj¢ jamy macicy (Sciany jamy macicy nieréwne), dtugos¢
jamy macicy 8 cm. Wykonano punkcje zatoki Douglasa;
uzyskano tres¢ ropna.

W badaniach laboratoryjnych stwierdzono nieprawidfo-
we wartosci WBC - 12,8 x 103/ul, AST - 55 TU/I (warto-
Sci referencyjne 0-32).

Pacjentka zostata zakwalifikowana do laparotomii w try-
bie naglym. Jame brzuszng otwarto cigciem posSrodko-
wym dolnym. W jamie otrzewnowej stwierdzono obecnos¢
okoto 1000 ml cuchnacej tresci ropnej. W przydatkach le-
wych ujawniono ropien jajowodowo-jajnikowy i pekniccie
jajnika. Jajnik i jajowdd prawy powickszony, z odczynem
zapalnym. Trzon macicy w caloSci powigkszony, z obec-
noscig licznych migSniakdw SrodSciennych, w Scianie tylnej
uszyputowany migSniak podsurowiczy o Srednicy 5,0 cm.
W okolicy przymacicza lewego owalny guz, o litej kon-
systencji i wymiarach 8,0 x 6,0 x 5,0 cm, przylegajacy
do lewej krawedzi macicy. Usunicto zrosty przydatkow le-
wych z tylng Sciang macicy i prostnicg oraz mi¢$niaka tyl-
nej Sciany macicy — przez ukrecenie. Operujac naprzemien-
nie w sposob typowy, usuni¢to obustronnie przydatki oraz
guza okolicy przymacicza lewego, a nastgpnie wykonano
amputacj¢ trzonu macicy. Kikut szyjki zszyto pojedynczy-
mi szwami hemostatycznymi. Kontrola hemostazy. Dre-
naz jamy otrzewnowej. Warstwowa rekonstrukcja powfok.
Przebieg pooperacyjny: Dren z jamy otrzewnowej usuni¢-

78| tow3. dobie po operacji. Antybiotyki (Amikin i Dalacin)

Physical examination revealed moderately severe gener-
al condition, BP — 130/100 mm Hg, P — 92/min, tempera-
ture — 36.8°C, body mass — 98 kg, BMI - 36.6 kg/m? (obe-
sity class II). Positive peritoneal signs.
Gynecologic examination using a speculum revealed
bloody-purulent vaginal discharge, visible thread of a con-
traceptive spiral. Bulging posterior vaginal fornix, exqui-
sitely painful to palpation.
Bimanual examination revealed uterine body in antero-
flexion, enlarged and a palpable tumor of about 5.0 cm
in the posterior wall. In the left adnexae, a palpable solid
resistance measuring about § by 6 cm, adherent to the
pelvic ridge. Examination complicated by coexisting signs
of peritonitis. Contraceptive spiral was removed and di-
agnostic abrasion of uterine walls was performed. Walls
of the uterus were uneven and uterine cavity measured
about 8 cm. Puncture of the Douglas cavity yielded pus.
Laboratory tests revealed elevated WBC (12.8 x 10°/ul)
and AST (55 TU/L; reference value: 0-32).
The patient was qualified for emergency laparotomy. Ab-
dominal cavity was opened by low-midline incision. Peri-
toneal cavity contained about 1000 ml of stinking pus. Left
adnexae contained an oviductal-ovarian abscess with rup-
tured ovary. Right oviduct and right ovary were enlarged
with visible inflammatory reaction. Uterine body was en-
tirely enlarged, harboring numerous intramural myomata
and a pedunculated myoma on the posterior wall, the size
of about 5 cm. An oval tumor was found in the left para-
metrium, solid to palpation, measuring 8§ X 6 X 5 cm, ad-
herent to the left pelvic ridge. Adhesions between left ad-
nexae and posterior wall of the uterus and the rectum were
freed, and posterior wall myoma was removed by twist-
ing. Operating alternatingly, bilateral adnexectomy was
done in the usual way, including the tumor of the para-
metrium and then the uterine bosy was amputated. Cer-
vical stump was closed by interrupted hemostatic sutures.
Control of hemostasis, peritoneal drainage. Reconstruc-
tion of abdominal wall observing anatomical layers.
Postoperative course: Peritoneal drain was removed on
the 3™ postop day. Antibiotics (Amikin and Dalacin) were
administered to the 6" postop day. Wound healing was
complicated by dehiscence of skin and subcutaneous tis-
sue, necessitating secondary suture of the wound on the
8™ postop day. Ultimately, the patient was discharged
home in a good general condition on the 12 postop day.
Histological study revealed:
* Uterine scrapings: Endometritis et endocervicitis chronica.
* Uterine body: Leiomyomata partim hyalinisantia et endo-
metriosis superficialis corporis uteri. Endometritis intersti-
tialis chronica exacerbata.
* Uterine myoma: Leiomyoma partim hyalinisans.
* Left adnexae: Corpus luteum haemorrhagicum et pyo-
ovarium. Pyosalpinx.
* Right adnexae: Cystis corporis lutei et follicularis ovarii.
Periovaritis acuta fibrinosa. Salpingitis chronica exacer-
bata. Atrophia ovarii. Oviductus.
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stosowano do 6. doby po operacji. Gojenie rany poope-

racyjnej powiklane rozejsciem skory i tkanki podskorne;.

W zwiazku z tym powikianiem w 8. dobie po operacji za-

tozono szwy wtorne. W stanie ogélnym dobrym pacjentka

zostata wypisana w 12. dobie po operacji.

Wynik badania histopatologicznego:

» Wyskrobiny z jamy macicy: Endometritis et endocervici-
tis chronica.

* Trzon macicy: Leiomyomata partim hyalinisantia et endo-
metriosis superficialis corporis uteri. Endometritis intersti-
tialis chronica exacerbata.

* MigSniak trzonu macicy: Leiomyoma partim hyalinisans.

* Przydatki lewe: Corpus luteum haemorrhagicum et pyo-
ovarium. Pyosalpinx.

* Przydatki prawe: Cystis corporis lutei et follicularis ovarii.
Periovaritis acuta fibrinosa. Salpingitis chronica exacer-
bata. Atrophia ovarii. Oviductus.

* Guz okolicy wigzadta szerokiego macicy: Leiomyoma
angiogenes cellulare oedematosum.

OMOWIENIE

Angioleiomyoma wystepuje zwykle w okolicy glowy, szyi
i koficzyn dolnych®. Byun i wsp.?® podaja, ze w dostep-
nej literaturze angielskiej zarejestrowano tylko 10 przy-
padkow angioleiomyoma macicy. Z kolei Handler i wsp.©®
w piSmiennictwie angielskim z lat 1966-2007 znalezli opisy
11 przypadkdw angioleiomyoma macicy.

Z reguly — ze wzgledu na rzadkos$¢ wystepowania tego
nowotworu w narzgdach rodnych - prezentowane sa tyl-
ko pojedyncze przypadki®+?. Wyjatkiem sg doniesienia
autorow chiniskich, ktorzy przedstawili analiz¢ kliniczng
kilkudziesigciu pacjentek z tego rodzaju patologig®?.
Leiomyoma angiogenes w narzadach piciowych kobiet wy-
stepuje giéwnie w trzonie macicy, wykrywany jest zazwy-
czaj migdzy 4. a 6. dekada zycia®.

Migsniaki w przestrzeni zaotrzewnowej wykrywane
sa bardzo rzadko, niemal wytacznie u kobiet®!'?. Paal
i Miettinen"” wsrod 56 pacjentow (51 kobiet i 5 mgz-
czyzn), u ktorych stwierdzono guzy przestrzeni zaotrzew-
nowej, odnotowali tylko jeden przypadek angioleiomyoma,
u kobiety.

W literaturze przedstawiono tylko kilka przypadkow
angioleiomyoma w przestrzeni zaotrzewnowej %10,

W 2003 roku Hsieh i wsp.“ podali, ze do tego czasu w je-
zyku angielskim opublikowano opisy jedynie 5 przypad-
kow angioleiomyoma okolicy wigzadta szerokiego macicy.
Pojedyncze przypadki wystepowania angioleiomyoma
w okolicy wiczadta szerokiego macicy odnotowali Agar-
wal i wsp.!, Lazovi¢ i wsp.!", Cobellis i wsp.!? oraz
Ozkavukeu i wsp.1?

Przypadek izolowanego angioleiomyoma okolicy wig-
zadta szerokiego macicy okreslony zostat jako skrajna
rzadkosc!?.

Obustronny angioleiomyoma w wi¢zadfach szerokich —
jako niezwykty przypadek — opisali Chen i wsp.'¥
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* Tumor of the broad ligament of the uterus: Leiomyoma
angiogenes cellulare oedematosum.

DISCUSSION

Angioleiomyoma usually occurs in head, neck and legs®.
Byun et al.? report only 10 documented cases of uterine
angioleiomyoma in the available English literature. Han-
dler et al.® have found 11 reports therof in their survey
of papers publised between 1966 and 2007.

As a rule, due to extreme rarity of this lesion in the female
genitals, only isolated cases are usually presented+7.
An exeption to this are reports by Chinese authors, who
presented clinical analysis of several dozens of patients
with this pathology®?.

Leiomyoma angiogenes in the female genitals develops
mainly in the uterine body and is most often diagnosed
between the 4% and 6™ decade”.

Retroperitoneal myomas are detected very rarely and
nearly always in women®!?, Paal and Miettinen!” denot-
ed a single case of angioleiomyoma in a female among
56 patients with retroperitoneal myomata (51 females
and 5 males).

Opverall, there is only a handful of retroperitoneal angi-
oleiomyomata reported in available literature!®!V.

In 2003, Hsieh et al.® report on only 5 published cases
of anioleiomyoma of the broad ligament of the uterus
in the English literature. Single cases of angioleiomyo-
ma in the area of the broad ligament were described by
Agarwal et al.V, Lazovi€ et al.""V, Cobellis et al.""» and
Ozkavukcu et al."® A case of isolated angioleiomyoma
of the broad ligament has been called “an extreme
rarity”(?.

A case of bilateral angioleiomyoma in both broad liga-
ments — as entirely unusual — was reported by Chen et al. ¥
A case of angioleiomyoma of the uterine cervix was report-
ed by Ye et al."

Presence of angioleiomyoma tissue in a cellular myoma
(leiomyoma cellulare) — as seen in our case — to date has
been reported by Chinese authors only®.

Thomas et al."9 reported on a case of angioleiomyoma
in a 47 years old woman with cellular atypia, elevated
CA-125 and pseudo-Meigs syndrome.

Development of tumors of the angioleiomyoma type was
associated in some cases with genital tract bleeding, re-
sulting in severe anemia, threatening both health and life
of the patients®*!9. Denoted was also rupture of uterus
caused by presence of an angioleiomyoma”. In our second
case, life-threatening situation resulted from infectious
complications, undoubtedly associated with type of con-
traception used.

Handler ef al.® observed a case of coagulopathy caused
by large, necrotic uterine angioleiomyoma. Degenerative
alterations in angioleiomyoma result from ischemia and
hypoxia, in turn dependent on severity and speed of pro-
gression of vascular insufficiency®.
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Przypadek naczyniowego migsniaka szyjki macicy przed-
stawili Ye i wsp. 19

Wystepowanie angioleiomyoma w mig¢$niaku komorko-
wym (leiomyoma cellulare) — jak w opisanym przez nas
przypadku — odnotowali jedynie autorzy chifiscy®.
Thomas i wsp."® opisali przypadek angioleiomyoma
u 47-letniej kobiety z atypig komorkowa, podwyzszonym
stezeniem CA-125 1 zespotem pseudo-Meigsa.
Wystepowanie guzow typu angioleiomyoma wiazalo si¢
w kilku przypadkach z krwotokami z narzadow plcio-
wych, prowadzajacymi do cigzkiej niedokrwistosci, za-
grazajacej zdrowiu i zyciu chorych®#!%. Odnotowano
rOwniez pekni¢cie macicy spowodowane obecnoscia
angioleiomyoma”. W naszym drugim przypadku zagro-
zenie zdrowia i zycia pacjentki byfo nastgpstwem powi-
ktan zapalnych narzadow piciowych, ktore niewgtpliwie
mialy zwigzek z rodzajem stosowanej przez nig anty-
koncepcji.

Handler i wsp.® zaobserwowali przypadek koagulopatii
spowodowany duzym, martwiczo zmienionym angioleio-
myoma macicy. Obserwowane zmiany zwyrodnieniowe
w angioleiomyoma wynikajg z niedokrwienia i degenera-
cyjnych zmian zaleznych od stopnia i szybkoSci postepu
niewydolnosci naczyn™.

Markerami immunohistochemicznymi wykorzystywany-
mi do potwierdzenia diagnozy angioleiomyoma sa aktyna
mi¢$ni gtadkich (SMA), marker CD34 i CD31. Z kolei
ujemny wynik badania w kierunku markeréw dla wimen-
tyny i desminy pozwala na r6znicowanie z takimi nowo-
tworami, jak angiofibroma, angiomyolipoma i angiofibro-
blastoma"".

Wedtug opinii prezentowanych w piSmiennictwie nowo-
twory angioleiomyoma powinny by¢ uwzgledniane w dia-
gnostyce roznicowej schorzefi macicy i przestrzeni za-
otrzewnowej. Przedoperacyjne ten rodzaj nowotworu
rzadko daje si¢ odrozni¢ od nowotworow ztosliwych, row-
niez gdy wykorzystywane sg najnowoczeSniejsze metody
diagnostyki obrazowej. Rozpoznanie angioleiomyoma
macicy, jak rowniez okolicy wigzadfa szerokiego macicy
ustala si¢ dopiero w badaniu histopatologicznym poope-
racyjnym@!,

Han i wsp.® uwazaja, ze operacje w przypadkach angio-
leiomyoma narzadow piciowych sg trudniejsze i powin-
ny by¢ wykonywane w zabezpieczeniu preparatami krwi.
Dotad nie opisano nawrotu schorzenia po leczeniu — dro-
g3 laparotomii lub laparoskopii — pacjentek ze stwierdzo-
nym w badaniach pooperacyjnych angioleiomyoma na-
rzadow piciowych”. Podobne sa wyniki dotychczasowej
obserwacji operowanych przez nas pacjentek.

W przedstawianych przypadkach — podobnie jak w opi-
sanych w piSmiennictwie angioleiomyoma narzadow rod-
nych - diagnoza zostata postawiona na podstawie bada-
nia histopatologicznego. Wykonane zabiegi operacyjne
(amputacja trzonu macicy z przydatkami oraz histerek-
tomia z przydatkami) byly adekwatne do stwierdzonej
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Immunohistochemical markers used to confirm the di-
agnosis of an angioleiomyoma are smooth muscle actin
(SMA), CD34 and CD31. On the other hand, negative
result of tests for vimentim amd desmin enables differen-
tiation with such tumors as angiofibroma, angiomyolipo-
ma and angiofibroblastoma?.

Literature data indicate that angioleiomyoma should be
included in differential diagnosis of pathologies of the
uterus and retroperitoneal space. Without surgery, this
tumor type can rarely be differentiated from malignant
tumors, even using most modern imaging techniques.
Diagnosis of uterine or broad ligament angioleiomyoma
can be made only based on postoperative histological
examination®!.

Han et al.® consider that surgical intervention in the case
of genital angioleiomyoma is more difficult and should
be performed under full coverage of blood preparations.
To date, there are no reports on cases of recurrence after
treatment, be it by laparotomy or laparoscopy®. Similar
impression may be drawn based on the follow-up of our
patients.

In our cases, similar to those presented in the literature,
genital angioleiomyoma was diagnosed based on his-
tological examination. Surgery performed (amputation
of uterine body with adnexectomy and formal hysterec-
tomy with adnexectomy) were adequate considering in-
traoperative findings and overall clinical situation.

Until now, no surgery-related complications have been
noticed in our patients.

Both had BMI consistent with obesity (class III and class
I1, respectively) and the same blood group (B Rh+).
Obesity and inflammation of the genital tract were the
underlying causes of complications related with compro-
mised healing of the surgical wound.

In the available literature, no data have been found con-
cerning incidence of tumors of the angioleiomyoma kind.
In our material encompassing the past 17 years, indi-
cence of this tumor among patients operated on for gen-
ital myomas was 0.68%.

CONCLUSIONS

1. Diagnosis of genital angioleiomyoma is possibile only
based on histological study of surgical specimens.

2. Two reported cases of leiomyoma angiogenes were lo-
cated in the uterine body and in the broad ligament.

3. Incidence rate of this tumor among patients operated
on for genital myoma is 0.68%.
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Szanowni Autorzy!

Uprzejmie przypominamy, ze zgodnie z rozporzadzeniem Ministra Zdrowia z dn. 6 paZdziernika 2004 roku
w sprawie sposobow dopetnienia obowiazku doskonalenia zawodowego lekarzy i lekarzy dentystow
publikacja artykutu w czasopismie ,,Current Gynecologic Oncology”

- indeksowanym w Index Copernicus — umozliwia doliczenie 20 punktoéw edukacyjnych
za kazdy artykut do ewidencji doskonalenia zawodowego.

Podstawa weryfikacji jest notka bibliograficzna z artykutu.
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