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Streszczenie Wstep: Miesniakomigsak gladkokomorkowy wigzadla szerokiego macicy wystepuje niezwykle rzadko, najczesciej u kobiet
po menopauzie. Cel pracy: Przeglad piémiennictwa na temat wystepowania mig¢$niakomiesaka gtadkokomoérkowego
wiezadtla szerokiego i prezentacja przypadku mies$niakomiesaka gladkokomorkowego lewego wiezadta szerokiego. Material
i metody: Dokonano analizy dostepnych publikacji zawierajacych opisy przypadkéw miesniakomiesaka gtadkokomorkowego
wiezadta szerokiego macicy. Analizie retrospektywnej poddano dokumentacje medyczng 57-letniej pacjentki operowanej na
Oddziale Ginekologiczno-Polozniczym Szpitala Rejonowego w Lipsku n. Wista. Uwzgledniono réwniez wczesniejsze leczenie
operacyjne i leczenie onkologiczne po wykonanej operacji, a takze leczenie neurochirurgiczne z powodu przerzutow
nowotworowych. Wyniki: W bazie PubMed do 28.08.2016 r. opublikowanych zostalo 27 prac z opisem 28 przypadkow
mig$niakomiegsaka gtadkokomoérkowego wiezadta szerokiego. W prezentowanym przypadku chora zostata skierowana do
oddzialu z rozpoznaniem guza jajnika lewego. Droga laparotomii wykonano wyciecie guza przymacicza lewego i przydatkéw
lewych. Jajnik prawy wycieto w mozliwym do usunigcia fragmencie. Usunigto wyrostek robaczkowy i sie¢ wigksza.
Rozpoznanie histopatologiczne (guz przymacicza lewego): Leiomyosarcoma G2. Leczenie kontynuowano w Poradni
Onkologicznej, w Centralnym Szpitalu Klinicznym WAM w Warszawie (w Klinice Neurochirurgii), a nastepnie w Klinice
Radioterapii Swietokrzyskiego Centrum Onkologii w Kielcach. Pacjentka zmarta po 26 miesiagcach od operacji. Wnioski:
Ustalenie rozpoznania migsniakomiesaka wiezadla szerokiego w okresie przedoperacyjnym jest bardzo trudne. Po leczeniu
chirurgicznym - ze wzgledu na agresywny przebieg tego schorzenia — konieczne jest prowadzenie badan kontrolnych
z wykorzystaniem diagnostyki obrazowej.

Stowa kluczowe: mig¢éniakomiesak gtadkokomérkowy wiezadla szerokiego macicy, wiezadlo szerokie, nowotwér wigzadta
szerokiego

AbStra t Introduction: Leiomyosarcoma of the broad ligament of the uterus occurs extremely rarely, usually in postmenopausal
women. Objective: A literature review on the occurrence of leiomyosarcoma of the broad ligament and the presentation of
a case of leiomyosarcoma of the left broad ligament. Material and methods: Available publications containing case reports
regarding leiomyosarcoma of the broad ligament of the uterus were analyzed. Medical records of a 57-year-old patient who
underwent surgery at the Department of Gynecology and Obstetrics of the District Hospital in Lipsko n. Wista, Poland, were
analyzed retrospectively. Earlier surgical treatment and postoperative oncological treatment as well as neurosurgical treatment
due to metastasis were also taken into account. Results: In the PubMed database 27 papers reporting 28 cases of
leiomyosarcoma of the broad ligament had been published by 28.08.2016. In the case presented in this paper the patient was
referred to the department with a diagnosis of left ovarian tumor. A left parametrial and adnexal tumor was removed via
laparotomy. The right ovary was excised to the extent that was possible. The appendix and greater omentum were removed.
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Histopathological diagnosis (tumor of the left parametrium): Leiomyosarcoma G2. The treatment was continued at
a cancer clinic, at the Central Teaching Hospital of the Military Medical Academy in Warsaw (at the Department of
Neurosurgery) and subsequently at the Department of Radiotherapy of the Holy Cross Cancer Center in Kielce, Poland.
The patient died 26 months after the operation. Conclusions: The diagnosis of leiomyosarcoma of the broad ligament
in the preoperative period is very difficult. After surgical treatment follow-up diagnostic imaging is necessary due to the

aggressive course of the disease.

Key words: leiomyosarcoma of the broad ligament of the uterus, broad ligament, broad ligament tumor

WSTEP

iesniakomiesak gladkokomorkowy to najcze-
Méciej (0,67/100 000 kobiet) wystepujacy miesak

macicy". W wiezadle szerokim macicy nowo-
twor ten wystepuje niezwykle rzadko, a jego przebieg jest
bardzo agresywny®. Zwykle choroba rozwija sie u kobiet
po menopauzie, rzadko - w okresie rozrodczym®. Wedtug
kryteriow Gardnera migsniakomiesak gladkokomoérkowy
wigzadla szerokiego jako guz pierwotny w tej lokalizacji
stwierdzany jest wowczas, gdy jego masa jest catkowicie
oddzielona od macicy i przydatkéw™®).
Przegladu pi$miennictwa dokonano po okresleniu zbioru
publikacji za pomoca stéw kluczowych. W zbiorze publi-
kacji (tab. 1) umieszczono wszystkie prace — od najnow-
szej poczawszy — zawierajace dane na temat omawianego
schorzenia. Po przeanalizowaniu bazy PubMed (stan na
28.08.2016 r.) stwierdzono 28 opisanych przypadkow.
W kolejnych publikacjach (od roku 1968) autorzy poda-
wali nastepujace liczby opisanych przypadkéw mieénia-
komiesaka gladkokomoérkowego wiezadla szerokiego:
El-Idrissi i Fadli” - 13, Mirsadraee i wsp.® - 16, Chaichian
iwsp.® — 23, Nishat i wsp.©® - 24.
Przedoperacyjne ustalenie rozpoznania mie$niakomie-
saka gtadkokomodrkowego wiezadla szerokiego macicy
jest trudne, szczegolnie gdy nowotwor osiaga duze roz-
miary, dlatego przed zabiegiem podejrzewano t¢ chorobe
tylko w dwoch opisanych przypadkach. Wplyw na to maja:
rzadkie wystepowanie omawianego nowotworu, niespecy-
ficzne objawy kliniczne manifestujace si¢ dopiero w zwiazku
z efektem masy oraz — w diagnostyce obrazowej - podobien-
stwo do guzéw jajnika. Stad w wielu przypadkach przedope-
racyjnie ustalano rozpoznanie nowotworu jajnika®'2.
Leczenie mig$niakomiesaka gtadkokomérkowego wieza-
dfa szerokiego macicy jest prowadzone na podstawie kry-
teriow stosowanych w leczeniu miesaka gladkokomorko-

wego macicy™'?.

CELE PRACY

Celami pracy byly:

o przeglad pismiennictwa, w ktérym przedstawiono przy-
padki wystepowania mig¢$niakomiesaka gladkokomarko-
wego wigzadla szerokiego macicy;

o prezentacja i omdéwienie przypadku mie$niakomigsaka
gladkokomdrkowego lewego wiezadta szerokiego macicy.

DOI: 10.15557/€60.2016.0029

INTRODUCTION

uterus (0.67/100,000 women)™. This cancer occurs

very rarely in the broad ligament of the uterus and
its course is very aggressive® . The disease usually devel-
ops in postmenopausal women and it is rare in women of
childbearing age®. According to Gardner’s criteria leiomyo-
sarcoma of the broad ligament is diagnosed as a primary
tumor in this location if it is completely separated from the
uterus and the adnexa®®.
A literature review was conducted after a set of publications
was determined based on key words. The set of publica-
tions (Tab. 1) included all papers containing data on the
disease in question, starting from the most recent work.
After the PubMed database (as of 28.08.2016) was analyzed,
28 reported cases were found.
In the consecutive publications (starting from 1968) the
authors provided the following numbers of reported cases
of leiomyosarcoma of the broad ligament: El-Idrissi and
Fadli?”? - 13, Mirsadraee et al.® - 16, Chaichian et al.®) - 23,
Nishat et al.© - 24.
Preoperative diagnosis of leiomyosarcoma of the broad liga-
ment of the uterus is difficult, especially if the tumor is large;
therefore, this disease was suspected only in two reported
cases. This is due to the fact that this cancer is rare and the
clinical symptoms are non-specific, starting to manifest
themselves only due to mass effect and that it is similar to

ovarian tumors in diagnostic imaging. For this reason in
(9-12)

I eiomyosarcoma is the most common sarcoma of the

many cases ovarian cancer was diagnosed preoperatively
The treatment of leiomyosarcoma of the broad ligament of
the uterus is based on the criteria used for the treatment
of leiomyosarcoma of the uterus®'.

OBJECTIVES

This work had the following objectives:

« review of literature containing leiomyosarcoma of the
broad ligament of the uterus case reports;

o presentation and discussion of a case of leiomyosarcoma
of the broad ligament of the uterus.

MATERIAL AND METHODS

Available literature containing case reports regarding leio-
myosarcoma of the broad ligament of the uterus were
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Wiek Lokalizacja . . . .
Nr Autor Rok | pacjentki quza Rozpoznamg Leczenie operacyjne lecze!llg I?odatkovye
o Juthor Voar (lata) Location przedoperacyjne poczatkowe uzupetniajace informagje
’ Age (ears) of tumor Preoperative diagnosis | Surgery, initial treatment | Adjuvant therapy Additional information
e Guz przestrzeni o
Chaichian i wsp. Prawostronna . TAH +BSO + OM + PLN NED >9 miesiecy
28 S 5 2016 55 ; zaotrzewnowej RT,CT
Chaichian et al. Right Retroperitoneal tuor + PAND NED >9 months
Nishat i wsp. Lewostronna Rak jajnika TAH — przed 15 laty
7 Nishat et al.! 2015 %8 Left Ovarian cancer BSO -+ OM+PLN + PAND i TAH — before 15 years
Guptaiwsp.? Lewostronna Guz przydatkow Obecnie zyje
% Gupta etal.”’ 2015 H Left Adnexal tumor TAH + BSO T, T Presently alive
Resekgja (?) miesnia-
I s komigsaka wiezadta
Makihara i wsp.? Rak jajnika BLLMS h
25 ) ) 2014 61 ? . szerokiego ? NA
Makihara et al. Ovarian cancer BLLMS Resection (?) of broad
ligament LMS
Nawrét po 5 latach
Akhavan®® Prawostronna N od operacji + (T
2% Akhavan"® 2013 60 Right ’ TAH +ES0 RT Recurrence 5 years
after surgery + (T
. Guz miednicy -
Kolusari i wsp.* I TAH +BSO + OM + PLN NED >12 miesiecy
3 Kolusari et al.™ 2009 5 ! MAIejszey + PAND RLCT NED >12 months
Pelvic mass
Duhan i wsp."? Lewostronna NED >15 miesiecy
2 Duhan et al."™ 2009 s Left NA TAH +B50 + OM a NED >15 months
Papachatzopoulos i wsp.*! Migsniak macicy ) 8 miesiecy, DOD
21 Papachatzopoulos et al.” 2009 38 ! Myoma uteri TAH + 850 8months, DOD
Stita i wsp. Prawostronna |  Rak jajnika BLLMS NED >42 miesiecy
2 Stita et al %9 2008 > Right Ovarian cancer BLLMS TAH +850 ) NED >42 months
(igza — por6d przez ciecie
cesarskie.
19 Mirsadraee i wsp.® 2008 % Lewostronna | Potworniak jajnika LSO + czesciowa OM ) NED >3 lat
Mirsadraee et al.¥ Left Teratoma ovari 150+ partial OM Pregnancy — birth
by caesarean section.
NED >3 years
TAH + BSO + OM +
18 Ben Amara i wsp.? 2007 49 Prawostronna Rak jajnika appendektomia ) 3 miesiace, DOD
Ben Amara etal."”) Right Ovarian cancer TAH + BSO + OM + 3 months, DOD
appendectomy
Falconi i wsp.?” Prawostronna AWD >117 miesiecy
17 Falconi et al.”” 2006 22 Right NA TAH + B850 NA AWD >117 months
Murialdo i wsp.™ Prawostronna |  Nowotwdr macicy NED >13 miesiecy
16 Murialdo et al ™ 2005 3 Right Uterine tumor TAH + B0 + OM ) NED >13 months
El-Idrissi i Fadli® Prawostronna 3 miesigce, DOD
B\ fissiandrar | 2004 32 Right NA TAH -+ BS0 - 3 months, DOD
1 Kir i wsp. 3 2003 | 35 ? NA TAH + BSO + PLN NA
Kir et al.? : +BU+ )
Shah i wsp." Prawostronna Rak jajnika 2 miesiace, DOD
13 Shah etal.”” 2003 87 Right Ovarian cancer TAH + B50 -+ OM ) 2 months, DOD
Agarwal i wsp.® Prawostronna NED >12 miesiecy
12 Agarwal et al. " 2003 » Right NA TAH +850 a NED >12 months

Tab. 1. Migsniakomigsak gladkokomérkowy wigzadla szerokiego macicy - przeglgd literatury
Tab. 1. Review of literature of broad ligament leiomyosarcoma cases
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Wiek Lokalizacja . . . .
Nr Autor Rok | pacjentki quza Ro;poznamg Leczenie ot?(eracyjne Lecie‘m'e [)ofdatkovye
o futhor o | Gata) | loioy | Pedoperoine | poaathowe - |uzupeniajgce| - informage
Ageears) | ofumor reoperative diagnosis urgery, initial treatmen fjuvant therapy itional information
Reoperacja po roku + RT.
Pekin i wsp.(? Prawostronna | Nowotwor jajnika NED >12 miesiecy
n Pekin et al.(™ 2000 % Right Ovarian tumor TAH + B30 Reaperation after a year + RT.
NED >12 months
Cheng i wsp.?” Prawostronna ) NED >12 miesiecy
10 Cheng etal.”) 199 % Right NA TAH + 850 NED >12 months
. . ) Histerektomia L
Leeiwsp.”) Lewostronna Mig$niak macicy 30 miesiecy, DOD
9 9 1991 65 : subtotalna + BSO a '
Leeetal. Left Myoma uteri Subtotal hysterectomy + BSO 30 months, DOD
Leeiwsp.”) Lewostronna Rak jajnika AWD >33 miesiecy
8 Leeetal.” 1991 36 Left Ovarian cancer TAH +BSO T, T AWD >33 months
Resekcja migSniakomie- 30 miesiecy od diagnozy
7 Shimm i McDonough®® 1987 31 Prawostronna NA saka Wlezacq%q szerokdego. do rozpoznania przerzutow
. w0 ; i3za RT, T o
Shimm and McDonough Right Resection of broad 30 momhs from diagnosis
ligament LVS. Pregnant to distant metastases
Herbold i wsp.5" Lewostronna 1 miesigc, DOD
6 Herbold et al.®” 1983 7 Left NA TAH +BSO ) 1 month, DOD
Resekcja migsniakomiesa-
5 Raj-Kumar®? 1982 70 Lewostronna NA ka wigzadfa szerokiego ) NED >24 miesiecy
Raj-Kumar®” Left Resection of broad ligament NED >24 months
LMS
Di Domenico i wsp. Lewostronna NED >24 miesiecy
4 Di Domenico et al.”? 1982 8 Left NA TAH +BSO ) NED >24 months
Weed i Podger®” Lewostronna 19 miesiecy, DOD
3 Weed and Podger? L %0 Left NA L a 19 months, DOD
Ullmann i Roumell®* Lewostronna 7 miesiecy, DOD
21 Ulmann and Roumel | 1973 %0 Left NA TAH -+ 850 RT, T 7 months, DOD
Lowell i Karsh®® Prawostronna NED >12 miesiecy
! Lowell and Karsh®? 1968 50 Right NA TAH +B50 ) NED >12 months
TAH - catkowita histerektomia brzuszna; BSO — obustronna resekgja jajowoddw i jajnikow; OM — resekgja sieci wigkszej; PLN — limfadenektomia miedniczna; PAND —
limfadenektomia paraaortalna; CT — chemioterapia; RT — radioterapia; BLLMS — mig$niakomiesak wiezadta szerokiego; AWD — Zyje z chorobg; DOD — zmarta z powodu
choroby; NED — brak objawdw choroby; NA — nieadekwatne.
TAH — total abdominal hysterectomy; BSO — bilateral salpingo-oophorectomy; OM — omentectomy; PLN — pelvic lymphadenectomy, PAND — paraaortic lymph node dissection;
(T — chemotherapy; RT — radiotherapy; BLLMS — broad ligament leiomyosarcoma; AND — alive with disease; DOD — dead of disease; NED — no evidence of disease; NA — not applicable.

Tab. 1. Migsniakomiesak gladkokomérkowy wigzadla szerokiego macicy - przeglad literatury (cd.)
Tab. 1. Review of literature of broad ligament leiomyosarcoma cases (cont.)

MATERIAL | METODY

Przeprowadzono analize dostepnego piémiennictwa zawie-
rajacego opisy przypadkéw miesniakomiesaka gtadkoko-
morkowego wigzadla szerokiego macicy. W bazie PubMed
do 28.08.2016 r. opublikowanych zostalo 27 prac spelniajg-
cych to kryterium; opisywaly one 28 przypadkéw miesnia-
komiesaka gtadkokomorkowego wiezadla szerokiego.

Analizie retrospektywnej poddano dokumentacje medyczng
57-letniej pacjentki operowanej na Oddziale Ginekolo-
giczno-Polozniczym Szpitala Rejonowego w Lipsku n. Wista.

DOI: 10.15557/€60.2016.0029

analyzed. In the PubMed database 27 papers matching this
criterion had been published by 28.08.2016. They reported
28 cases of leilomyosarcoma of the broad ligament.
Medical records of a 57-year-old patient who underwent
surgery at the Department of Gynecology and Obstetrics
of the District Hospital in Lipsko n. Wislg, Poland, were
analyzed retrospectively. Earlier surgical treatment con-
ducted at a different department, consultations and further
treatment in a cancer clinic as well as neurosurgical treat-
ment and radiotherapy due to metastasis were also taken
into account.
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Uwzgledniono réwniez wczeéniejsze — przeprowadzone na
innym oddziale - leczenie operacyjne, a takze konsulta-
cje i dalsze leczenie w Poradni Onkologicznej oraz lecze-
nie neurochirurgiczne i radioterapie z powodu przerzutéw
nowotworowych.

PRZEGLAD PISMIENNICTWA

Podstawowe informacje o wynikach diagnostyki przed-
operacyjnej i sposobach leczenia pacjentek opisanych
w pismiennictwie przedstawiono w tab. 1. Tabela jest mody-
fikacja wzorowang na oryginalnych tabelach zamieszczo-
nych w literaturze®©®.

Tylko 7 z 28 chorych (25,0%) bylo w okresie rozrodczym.
Przedoperacyjnie migsniakomigsaka gtadkokomoérkowego
wigzadla szerokiego podejrzewano zaledwie w 2 przypad-
kach (7,1%). Operacje rozlegle (histerektomia) zostaty
wykonane u 25 kobiet (89,3%), w tym u 1 pacjentki (3,6%)
przed 15 laty.

Terapia adiuwantowa — radioterapia (RT) + chemioterapia
(CT) oraz RT lub CT - zostala zastosowana u 12 chorych
(42,9%). RT i CT uzupelniajaca wdrozono w 7 przypad-
kach (25,0%). U jednej z tych pacjentek CT zastosowano
z powodu nawrotu po 5 latach. Uzupelniajaca CT zostata
wdrozona u 4 0s6b (14,3%). Uzupetniajacg RT zastosowano
u jednej chorej (3,6%), reoperowanej po roku od operacji
pierwotne;j.

OPIS PRZYPADKU

Pigédziesigciosiedmioletnia chora zostala przyjeta na
oddzial 22 sierpnia 1997 roku z rozpoznaniem guza jajnika
lewego.

Badanie podmiotowe: Pierwsza miesigczka w 16. roku
zycia, ostatnia — w 51. Pacjentka rodzita dwukrotnie, dro-
gami natury. W wieku 52 lat (w innym oddziale) przeszla
operacje wyciecia macicy bez przydatkéw z powodu mie-
$niaka trzonu macicy.

Badanie histopatologiczne (Wojewodzki Szpital Zespo-
lony w Radomiu, Zaklad Patomorfologii): Opis makro-
skopowy: macica bez przydatkéw z podsurowiczym guz-
kiem o wymiarach 40 x 30 x 45 mm. Trzon macicy
(nr badania 389232): Leiomyoma subserosum corporis
uteri. Endometrium in stadio proliferationis. Szyjka macicy
(nr badania 389233): Erosio glandularis in statu epidermisa-
tionis cum inflammatione.

Chora od kilku miesigcy odczuwala dolegliwosci bolowe
w okolicy podbrzusza. Leczyla si¢ z powodu nadci$nienia
tetniczego.

Badanie przedmiotowe, we wziernikach: Stan po histerek-
tomii. Pochwa bez zmian patologicznych. Tres¢ surowicza.
Badanie zestawione: W miednicy mniejszej po stronie
lewej badalny guz o $rednicy okoto 90 mm, o litej struktu-
rze i nierdwnej powierzchni.

Badanie ultrasonograficzne (USG) ginekologiczne
przezpochwowe: W miednicy mniejszej po stronie lewej

CURR GYNECOL ONCOL 2016, 14 (4), p. 237-246

LITERATURE REVIEW

Basic information on the results of preoperative diagnos-
tic investigation and methods of treatment of patients
reported in the literature are presented in Tab. 1. The table
is a modified version of the original tables published in the
literature®®9.

Only 7 out of 28 patients (25.0%) were of childbearing age.
Leiomyosarcoma of the broad ligament was suspected pre-
operatively in only 2 cases (7.1%). Extensive surgery (hys-
terectomy) was performed in 25 women (89.3%), including
in 1 patient (3.6%) 15 years earlier.

Adjuvant therapy - radiotherapy (RT) + chemotherapy
(CT) and RT or CT - was used in 12 patients (42.9%).
Adjuvant RT and CT were used in 7 cases (25.0%). In one
of these patients CT was used after 5 years due to dis-
ease recurrence. Adjuvant CT was applied in 4 individ-
uals (14.3%). Adjuvant RT was used in one patient (3.6%)
who underwent repeat surgery one year after the original
surgery.

CASE REPORT

A 57-year-old patient was admitted to the department on
22 August 1997 with a diagnosis of left ovarian tumor.
Physical examination: The first menstrual period at
16 years of age, last at 51. The patient gave birth twice (nat-
ural labor). At 52 the patient underwent hysterectomy with-
out appendectomy due to endometrial myoma (at a differ-
ent department).

Histopathological examination (Provincial Hospital
Complex in Radom, Department of Anatomical Pathol-
ogy): Macroscopic description: uterus without adnexa
with a subserosal nodule of 40 x 30 x 45 mm. Uterine body
(examination no. 389232): Leiomyoma subserosum corporis
uteri. Endometrium in stadio proliferationis. Uterine cervix
(examination no. 389233): Erosio glandularis in statu epider-
misationis cum inflammatione.

The patient had been experiencing pain in the lower abdo-
men for a few months. She received treatment for hyper-
tension.

Physical examination using specula: Status post hyster-
ectomy. Vagina with no pathological changes. Serosal con-
tents.

Bimanual examination: A 90 mm palpable solid mass with
an uneven surface in the left pelvis.

Transvaginal gynecologic ultrasound scan: Hypoecho-
genic solid lesion of 90 x 95 mm with lobular contours in
the left pelvis. A tangent cystoid lesion of 33 mm.

An abdominal ultrasound scan revealed no pathological
changes apart from the gynecologic ultrasound examina-
tion findings.

Chest radiograph - no pathological changes.

The following laboratory tests were performed: blood count,
urinalysis, renal panel, electrolytes, coagulation parame-
ters, liver enzymes, serum protein level and electrophoresis.

DOI: 10.15557/€60.2016.0029
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niskoechogeniczna lita zmiana o platowatych zarysach
i wymiarach 90 x 95 mm. Stycznie do niej zmiana torbielo-
wata o $rednicy 33 mm.

W badaniu USG narzadéw jamy brzusznej, poza obrazem
jak w USG ginekologicznym, zmian patologicznych nie
stwierdzono.

Badanie radiologiczne (RTG) klatki piersiowej — brak
zmian chorobowych.

Wykonano nastepujace badania laboratoryjne: morfologia
krwi, badanie ogélne moczu, wskazniki nerkowe, elektro-
lity, badanie uktadu krzepniecia, enzymy watrobowe, ste-
zenie i elektroforeza bialek w surowicy krwi. W badaniach
tych z odchylen od stanu prawidlowego stwierdzono pod-
wyzszone stezenie gamma-globulin: 1,66 g/dl - 22,82%
(norma 13-21%).

Chora zostata zakwalifikowana do operacji droga laparo-
tomii, w dniu 25.08.1997 r., z rozpoznaniem: guz jajnika
lewego.

W trakcie zabiegu stwierdzono w przymaciczu lewym —
miedzy blaszkami wiezadta szerokiego macicy - twardy guz
o $rednicy 90 mm. Torebka guza zachowana, gladka. Przy-
datki lewe niezmienione. Prawy jajnik makroskopowo nie-
zmieniony, w zro$cie ze $ciang jelita i $ciang wiezadla szero-
kiego. W jamie otrzewnej oraz w narzadach jamy brzusznej
makroskopowo i palpacyjnie zmian chorobowych nie
stwierdzono. Wezly chlonne w badaniu palpacyjnym nie-
wyczuwalne, otrzewna $cienna gtadka. Po nacieciu wigzadla
szerokiego 1 uwidocznieniu moczowodu wycieto guz przy-
macicza oraz przydatki lewe. Ze wzgledu na lity zrost przy-
datkéw prawych z jelitem grubym i wigzadlem szerokim
zostaly one resekowane tylko czesciowo. Usunieto wyrostek
robaczkowy i sie¢ wigkszg. Rozpoznanie histopatologiczne:
guz przymacicza lewego (nr badania 517683), Leiomyosar-
coma G2. W pozostatych usunietych narzadach plciowych
oraz w sieci wiekszej i wyrostku robaczkowym przerzutow
nowotworu nie stwierdzono.

Po zabiegu pacjentke konsultowano onkologicznie
(11.09.1997 r.). W czasie kolejnej kontroli - po 4 miesia-
cach - z powodu dolegliwosci bélowych konczyny dol-
nej lewej chora zostata skierowana na RTG klatki pier-
siowej i kregostupa oraz USG narzadéw jamy brzuszne;j.
W badaniu RTG klatki piersiowej (8.05.1998 r.) zmian cho-
robowych nie stwierdzono. W badaniu USG z 8.05.1998 .
uwidoczniono w prawym placie watroby trzy, a w nastep-
nym - po 2 miesigcach - cztery zmiany o charakte-
rze meta oraz powiekszenie wezléw chtonnych w okolicy
pachwinowej prawej. W badaniu rezonansu magnetycz-
nego kregostupa (17.08.1997 r.) opisano zmiane o typie
guza zlokalizowana w kosci krzyzowej, zewnatrzoponowo,
i przepukling jadra miazdzystego na poziomie L4-L5 po
stronie lewej. Na podstawie tego wyniku chorg zakwalifi-
kowano do leczenia operacyjnego. Operacja zostata wyko-
nana w Klinice Neurochirurgii Centralnego Szpitala Kli-
nicznego WAM w Warszawie (31.07.1998 r.). Usunigto guz
o typie oponiaka lub nerwiaka zlokalizowany w kosci krzy-
zowej po stronie lewej. Rozpoznanie patomorfologiczne:
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In these tests the gamma-globulin level was found to be
abnormally elevated: 1.66 g/dL - 22.82% (norm: 13-21%).
The patient was diagnosed with left ovarian tumor and
underwent laparotomy on 25.08.1997.

During the procedure a hard tumor 90 mm in diame-
ter was found in the left parametrium between the lay-
ers of the broad ligament of the uterus. Preserved, smooth
tumor capsule. Unchanged left adnexa. The right ovary
unchanged macroscopically, connected through adhesion
with the intestinal and broad ligament wall. No patholog-
ical changes were found macroscopically or on palpation
in the peritoneal cavity or in abdominal organs. Impal-
pable lymph nodes, smooth parietal peritoneum. After
the broad ligament was incised and the ureter was visual-
ized the parametrial tumor and left adnexa were excised.
Due to a solid adhesion of the right adnexa to the colon
and the broad ligament they were resected only partially.
The appendix and greater omentum were removed. Histo-
pathological diagnosis: left parametrial tumor (examina-
tion no. 517683), Leiomyosarcoma G2. No metastases were
found in the remaining removed reproductive organs,
greater omentum or appendix.

After the procedure the patient’s case was subject of a con-
sultation with an oncologist (11.09.1997). During another
follow-up visit, after 4 months, the patient was referred
for a chest and spinal X-ray and abdominal ultrasound
scan due to pain in the lower left extremity. No lesions
were found in the chest X-ray (8.05.1998). In the ultra-
sound scan of 8.05.1998 3 metastatic lesions were visu-
alized in the right lobe of the liver and in a subsequent
ultrasound scan 2 months later 4 metastatic lesions were
visualized in this location. Also, enlarged lymph nodes
were found in the right inguinal area. A spinal magnetic
resonance imaging scan (17.08.1997) revealed a tumor-
like lesion in the sacrum located extradurally and a her-
niated nucleus pulposus at the level of L4-L5 on the left.
Based on this result it was decided that the patient would
undergo surgery. The operation was performed at the
Department of Neurosurgery of the Central Teaching
Hospital of the Military Medical Academy in Warsaw
(31.07.1998). A meningioma- or neuroma-like tumor
located in the sacrum on the left was removed. Pathol-
ogy diagnosis: Neurinoma proliferans. Due to recurrence
of pain another operation was performed (18.08.1998):
nucleus pulposus hernia at the level of L4-L5 on the left
was repaired. The patient was discharged from hospital
on 18.09.1998.

Consultations on histopathological specimens from the
gynecologic surgery (performed at the Department of
Gynecology and Obstetrics in Lipsko) and neurosurgery
(performed at the Department of Neurosurgery of the
Central Teaching Hospital of the Military Medical Acad-
emy in Warsaw) were made with the Department of Ana-
tomical Pathology of the Maria Sktodowska-Curie Memo-
rial Cancer Center and Institute of Oncology in Warsaw
(30.10.1998). The following answers were received:
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Neurinoma proliferans. Z powodu nawrotu dolegliwosci
bélowych wykonano kolejng operacje (18.08.1998 r.) — usu-
nieto przepukling jadra miazdzystego z poziomu L4-L5 po
stronie lewej. Pacjentka zostata wypisana ze szpitala w dniu
18.09.1998 r.

Preparaty histopatologiczne z operacji ginekologicz-

nej (wykonanej na Oddziale Ginekologiczno-Potozni-

czym w Lipsku) i operacji neurochirurgicznej (wykonanej

w Klinice Neurochirurgii Centralnego Szpitala Klinicz-

nego WAM w Warszawie) zostaly skonsultowane w Zakta-

dzie Patologii Centrum Onkologii - Instytutu w Warszawie

(30.10.1998 r.). Uzyskano nastepujace odpowiedzi:

1. preparat nr 517683-9 — operacja ginekologiczna: Leio-
myosarcoma necroticans. G2. Figury podziatu dos¢ liczne.
Martwica. Pozostale usuniete narzady jak w badaniu
pierwotnym - bez neo.

2. preparat nr 12686/98/3 szk/ — operacja neurochirurgiczna:
Leiomyosarcoma necroticans matastaticum. G2.

Zalecono kontrole radiologiczna ptuc.

Z powodu postepu choroby (przerzuty odlegle) pacjentka

zostala skierowana do Kliniki Radioterapii Swietokrzy-

skiego Centrum Onkologii w Kielcach. W dniu 7.06.1999 r.

przeprowadzono radioterapi¢ paliatywna przy uzyciu apa-

ratu kobaltowego z jednego pola na wprost — dawka jedno-
razowa 800 cGy na kregostup w odcinku L4-S5.

Chora zmarla po 26 miesiacach od operacji.

OMOWIENIE

Mieéniakomiesak wiezadla szerokiego jest niezwykle
rzadko wystepujacym nowotworem. Czesto charaktery-
zuje si¢ wysokim stopniem ztosliwosci histologicznej i agre-
sywnym przebiegiem®*®. Niespecyficzne — w poczatkowym
stadium choroby - objawy kliniczne (bdl brzucha, wzdecia,
nudnosci, zaparcia, anoreksja, niedokrwistos¢, zte samopo-
czucie, czasem ostre zatrzymanie moczu) oraz umiejsco-
wienie guza powoduja, Ze pacjentka zgtasza sie do lekarza,
gdy nowotwor osiaga duze rozmiary®*'¥. Bardzo wazne jest
wykorzystanie w diagnostyce tego schorzenia badan obra-
zowych (tomografia komputerowa, rezonans magnetyczny).
Umozliwiajg one okreslenie charakterystyki masy nowo-
tworu, jego wymiardw i stosunku do sgsiadujacych narza-
déw, a tym samym wlasciwe planowanie leczenia®®.
Rozpoznanie pierwotnego migsniakomiesaka wiezadla sze-
rokiego nastepuje wowczas, gdy spelnione sg kryteria Gard-
nera. Wedlug nich guz wystepujacy w wiezadle szerokim
jest catkowicie oddzielony i w zaden sposob niezwigzany
z macicg i przydatkami®!®.

Chaichian i wsp.® podaja, ze zaden z 23 przypadkéw odno-
towanych w literaturze nie zostal prawidtowo zdiagnozo-
wany przed zabiegiem operacyjnym.

Histologicznymi kryteriami rozpoznania migsaka gladko-
komorkowego wigzadla szerokiego macicy sa wysoki indeks
mitotyczny, cytologiczna atypia i obszary martwicy skrze-
powej 517 W badaniu immunohistochemicznym komoérki
miesniakomiesaka wykazuja reaktywno$¢ dla alfa-aktyny

CURR GYNECOL ONCOL 2016, 14 (4), p. 237-246

1. specimen no. 517683-9 — gynecologic surgery: Leiomyo-
sarcoma necroticans. G2. Relatively high number of mi-
totic figures. Necrosis. The remaining removed organs as
in the original examination - without neo.

2. specimen no. 12686/98/3 szk/ — neurosurgery: Leiomyo-
sarcoma necroticans matastaticum. G2.

Follow-up lung X-ray examinations were recommended.

Due to disease progression (distant metastasis) the patient

was referred to the Department of Radiotherapy of the

Holy Cross Cancer Center in Kielce. On 7.06.1999 pallia-

tive radiotherapy was performed using a cobalt device with

a single-field technique — a one-off dose of 800 cGy was

administered onto the spine in the L4-S5 segment.

The patient died 26 months after surgery.

DISCUSSION

Leiomyosarcoma of the broad ligament is a very rare neo-
plasm®. It is often characterized by a high level of histo-
logic malignancy and an aggressive course®®®. Due to
non-specific clinical symptoms at the early stage of the
disease (abdominal pain, tympanites, nausea, constipa-
tion, anorexia, anemia, malaise, sometimes acute urinary
retention) and the location of the tumor patients report to
the doctor when the tumor has grown large®®!'¥. Imag-
ing (computed tomography, magnetic resonance imag-
ing) is very important for the diagnosis of this disease.
It allows for the characteristics of the tumor to be deter-
mined, including its dimensions and relative position to
the neighboring organs. Thus, it is useful for appropriate
planning of treatment!?.

A diagnosis of primary leiomyosarcoma of the broad lig-
ament is made if Gardner’s criteria are met. According to
them a tumor in the broad ligament should be completely
separated from and in no way connected with the uterus
and adnexa®'®).

Chaichian et al.® report that none of the 23 cases recorded
in the literature were correctly diagnosed before surgery.
The histological criteria for diagnosing leiomyosarcoma
of the broad ligament of the uterus are high mitotic index,
cytologic atypia and areas of coagulation necrosis®*'”.
In immunohistochemical examination leiomyosarcoma
cells show reactivity to smooth muscle alpha-actin, desmin
and vimentin®®. Histological differential diagnosis includes
ovarian neoplasm, gastrointestinal stromal tumor, endome-
trial stromal sarcoma and carcinosarcoma‘®'®!),
Histologic grading is applicable only to malignancies and
is performed in order to determine prognostic groups
within soft-tissue sarcomas. Two most commonly used
histologic malignancy grading systems were developed by
the National Cancer Institute (NCI, USA) and Fédération
Nationale des Centres de Lutte Contre le Cancer (FNCLCC,
France).

The NCI system evaluates cellularity, differentiation, pleo-
morphism, necrosis and mitotic count®'®. The first malig-
nancy grade (G1) includes well-differentiated cancers and
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mieéni gladkich, desminy i wimentyny®®. Histologiczna
diagnostyka réznicowa obejmuje nowotwor jajnika, nowo-
twor podscieliskowy przewodu pokarmowego, miesaka
zrebu endometrium i miesakoraka(®!819),

Stopniowanie histologiczne dotyczy tylko nowotwordéw zto-
$liwych i jest przeprowadzane w celu wyodrebnienia grup
prognostycznych w obrebie migsakow tkanek miekkich.
Dwa najczgéciej stosowane systemy okreslania stopnia zlo-
sliwosci histologicznej opracowane zostaly przez National
Cancer Institute (NCI, Stany Zjednoczone) i Fédération
Nationale des Centres de Lutte Contre le Cancer (FNCLCC,
Francja).

W systemie NCI ocenia si¢ komorkowos¢, zréznicowanie,
pleomorfizm, martwice i liczbe mitoz™'®. Do pierwszego
stopnia zlosliwosci (G1) zalicza si¢ nowotwory wysoko zr6z-
nicowanie i zmiany bez cech pleomorfizmu komérkowego,
a do stopnia drugiego (G2) - nowotwory $rednio zrdznico-
wane i pleomorficzne, w ktérych nie wystepuje martwica,
lub takie, w ktorych martwica stanowi <15% objetosci guza.
Nowotwory z martwica zajmujacg ponad 15% objetosci guza
zalicza sie do stopnia trzeciego (G3).

System FNCLCC opiera si¢ na wyniku otrzymanym
poprzez oceng trzech parametréw histologicznych: zrdz-
nicowania komdrkowego, stopnia mitozy (0-9, 10-19 oraz
>20 MF/10 HPF) i martwicy nowotworu (<50% martwicy
guza i 250% martwicy nowotworu). Stopien ztosliwosci
wynika z sumy punktacji trzech parametrow.

Wedlug obu systeméw miesniakomigsak moze mie¢ niski,
$redni lub wysoki stopien zlosliwosci. Okreslenie stop-
nia zlodliwoéci ma znaczenie przy podejmowaniu decyzji
o ewentualnym zastosowaniu — po leczeniu operacyjnym —
terapii uzupelniajacej©.

Miegséniakomiesaka macicy najczesciej rozpoznaje sie
w 6. dekadzie zycia®). Réwniez w 28 opisanych przypad-
kach mig$niakomiesaka wiezadla szerokiego najwieksza
grupe stanowily pacjentki, u ktérych nowotwor rozpoznano
w tym okresie (tab. 1).

Dotychczas odnotowano niewiele zachorowan na migénia-
komiesaka wigzadla szerokiego macicy, dlatego leczenie jest
prowadzone na podstawie kryteriow stosowanych w lecze-
niu mie$niakomiesaka macicy®>'¥. W przypadku mieénia-
komigsaka macicy w momencie diagnozy nawet 10% cho-
rych ma zmiany przerzutowe w ptucach®.

Do niekorzystnych czynnikéw prognostycznych mieénia-
komiesaka zaliczane sg: wiek ponizej 51 lat, wielko$¢ guza
ponad 5 cm, stopien zaawansowania II-1V, stopien zrézni-
cowania histologicznego G2-G3. Dwa z tych niekorzystnych
czynnikéw wystepowaly w prezentowanym przypadku.
Cze$¢ autorow niezaleznie od wieku chorych zaleca w przy-
padku miesniakomigsaka wiezadla szerokiego macicy lecze-
nie radykalne i - u niektérych pacjentek - CT lub RT®.
Inni rekomendujg zachowanie jajnikow w okresie przedme-
nopauzalnym i w klinicznie poczatkowym stadium choroby
oraz CT i/lub RT*"*.

Przy mie$niakomiesakach wiezadla szerokiego o niskim
stopniu zloéliwosci zalecane jest jedynie leczenie
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lesions with no signs of cellular pleomorphism; grade 2
(G2) includes moderately differentiated and pleomor-
phic neoplasms with no necrosis or those in which necro-
sis accounts for <15% of tumor volume. Neoplasms with
necrosis of over 15% of tumor volume are included in
grade 3 (G3).

The FNCLCC system is based on a score derived from the
assessment of three histologic parameters: cellular differen-
tiation, mitosis level (0-9, 10-19 and >20 MF/10 HPF) and
tumor necrosis (<50% and >50%). Grading is determined
based on the total score of the three parameters.
According to both systems a myosarcoma may have a low,
moderate or high malignancy grade. Determination of the
malignancy grade is important for the decision on the pos-
sible use of adjuvant therapy following surgery®.
Leiomyosarcoma of the uterus is usually diagnosed in the
sixth decade of life®. In the 28 reported cases of leiomyo-
sarcoma of the broad ligament most patients were diag-
nosed with the disease in this period (Tab. 1).

To date few cases of leiomyosarcoma of the broad ligament
of the uterus have been recorded; therefore, treatment is
conducted based on the criteria for leilomyosarcoma of the
uterus®>'?). In the case of leiomyosarcoma of the uterus as
many as 10% of patients have metastatic lesions in the lungs
upon diagnosis@.

Unfavorable prognostic factors include age under 51 years,
tumor size of over 5 cm, stage II-IV, histologic grade
G2-G3. Two unfavorable factors from the ones mentioned
above were present in the case reported in this paper.
Some authors recommend radical treatment and, in some
patients, CT or RT for leiomyosarcoma of the broad liga-
ment of the uterus regardless of the patients’ age®. Others
recommend preserving the ovaries in the premenopausal
period and in the clinically early stage of the disease, and
conducting CT and/or RT®@"?.

In leiomyosarcomas of the broad ligament with a low malig-
nancy grade only surgical treatment is recommended®.
Mirsadraee et al.®) reported a case of conservative surgi-
cal treatment in a 26-year-old patient. After the operation
the patient became pregnant and gave birth by Cesarean
section.

For both myosarcoma of the uterus and retroperitoneal
myosarcoma the role of CT and RT in postsurgical treat-
ment has still not been proven or fully determined. Also,
the impact of adjuvant RT on local recurrences and overall
survival has not been confirmed®". RT may be considered
as palliative care in locally advanced, inoperable cases®"?).
Palliative CT remains the basic option for distant recur-
rences. In late recurrences the only chance for a cure lies
with surgical excision of metastatic lesions (mainly from
the lungs)©°.

In high-malignancy grade myosarcoma of the uterus
3-year-recurrence-free survival rate is only approximately
30%“?. Giuntoli et al.?* found in a retrospective analysis
that median survival in a group of 47 women with myosar-
coma of the uterus was 2.1 years.
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chirurgiczne®. Mirsadraee i wsp.® przedstawili opis oszcze-
dzajacego leczenia operacyjnego 26-letniej pacjentki.
Po przebytej operacji zaszta ona w ciaze, ktérej rozwigzanie
nastapilo przez cigcie cesarskie.

Zaréwno w przypadkach mie$niakomiesaka macicy, jak
i w przypadkach miesniakomiesaka przestrzeni zaotrzew-
nowej rola CT i RT w leczeniu po zabiegu operacyjnym
nadal nie jest udowodniona i do konca ustalona. Nie zostat
réwniez potwierdzony wplyw RT uzupelniajacej na wznowy
miejscowe i catkowite przezycie?". Zastosowanie RT mozna
rozwazy¢ — jako terapie paliatywna — w przypadkach miej-
scowo zaawansowanych, nieoperacyjnych®.

Paliatywna CT pozostaje podstawowa opcja w razie odle-
glego nawrotu choroby. Przy péznych nawrotach szanse na
wyleczenie daje jedynie operacyjne usuniecie zmian prze-
rzutowych (gléwnie z ptuc)©@?.

W przypadkach mig$niakomiesaka macicy o wysokim stop-
niu zlosliwosci 3-letnie przezycie wolne od nawrotu cho-
roby wynosi tylko okoto 30%”. Giuntoli i wsp.?? w retro-
spektywnej analizie stwierdzili, ze mediana czasu przezycia
w analizowanej grupie 47 kobiet z migsniakomigsakiem
macicy wynosita 2,1 roku.

Nawrotowo$¢ choroby w grupie pacjentéw z migsakami,
nawet po doszczetnym wycieciu guza, jest nieunikniona,
co wskazuje na konieczno$¢ kontroli lekarskich i okreso-
wej diagnostyki obrazowej ze szczegdlnym uwzglednieniem
tomografii komputerowej i rezonansu magnetycznego jamy
brzusznej®.

WNIOSEK

Po leczeniu operacyjnym, ze wzgledu na agresywny przebieg
omawianego schorzenia, konieczne jest prowadzenie badan
kontrolnych z wykorzystaniem diagnostyki obrazowej.
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Disease recurrence in patients with sarcomas even after
complete excision of the tumor is inevitable. Therefore,
medical follow-up and periodic diagnostic imaging with
a special focus on abdominal computed tomography and

magnetic resonance imaging are necessary®.

CONCLUSION

After surgical treatment follow-up with diagnostic imaging
is necessary due to the very aggressive course of the disease.
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