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多形性腺瘤是临床常见的良性唾液腺肿瘤，镜

下表现为良性的上皮成分及间质成分。良性多形

性腺瘤发生远处转移较罕见，临床病例报道较少，

其临床及组织病理学诊断为转移性多形性腺瘤

（metastasizing pleomorphic adenoma，MPA）。徐州市

中心医院于2021年5月收治1例肺转移性多形性腺

瘤，现总结临床诊治过程报道如下。

临床资料

一、一般资料

患者，男，60岁，因主“左下颌下腺肿物切除术后

2年余，局部复发2个月”于2021年5月20日来徐州

市中心医院口腔颌面外科就诊。患者2年前于当地

医院在全身麻醉下行“左下颌下腺肿物切除术”，术后
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【摘要】 多形性腺瘤是唾液腺肿瘤中最为常见的良性肿瘤，极少发生转移，临床及组织病理学

将远处转移者称为转移性多形性腺瘤（MPA）。本文报道一例罕见的原发于下颌下腺的多形性腺瘤，

术后复发伴双肺多发转移。给予患者下颌下腺区及肺部肿物联合手术切除术。现通过文献复习，分

析该类疾病的临床病理特征、转移特点及治疗的策略要点。
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【Abstract】 Pleomorphic adenoma is the most common benign tumor in salivary gland and its
metastasis rarely occurs. The local or distant metastatic tumor of benign pleomorphic adenoma is clinically
and histopathologically called metastatic pleomorphic adenoma （MPA）. A rare case of pleomorphic
adenoma was reported in this article. This patient suffered from a pleomorphic adenoma originally in the
left submandibular gland，which was treated by surgical removal two years ago. Subsequently，a local
recurrence of the pleomorphic adenoma with multiple bilateral pulmonary metastasis was found，so that the
submaxillary area and lung masses were surgically exenterated. Upon the review of literature，the
clinicopathological and metastatic features，as well as the key therapeutic strategies of this disease were
discussed in this article.
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病理诊断“多形性腺瘤，多结节生长”。1年前出现

左颌下包块，约拇指大小，无痛且生长缓慢，近2个月

生长加快，遂来院就诊，门诊排除新型冠状病毒肺炎

后收治入院。胸部计算机体层摄影术（CT）检查发

现肺占位，转移灶可能。近日来该病例无咳嗽、咳

痰，未见明显消瘦，无呼吸困难等不适症状。颌面

部专科检查：左颌下区长约6.0 cm术后瘢痕，局部见

大小约3.0 cm×2.5 cm×3.5 cm肿物，呈多发结节状，

质韧，边界清，活动度欠佳，按压稍有疼痛，无舌体

麻木及运动受限，左侧下唇无偏斜面瘫表现（图1A）。
二、相关检查资料

1. 实验室检查：血常规、肝肾功、电解质等均无

异常。

2. 影像学检查：（1）2019年首次接受颌下肿物

手术时颌下区CT提示：左侧下颌下腺区占位，类囊

性改变，与颈鞘未见粘连（图1B）；胸部正位片示：未

见肺内占位（图 1C）；（2）2021年入徐州市中心医院

下颌下区高分辨CT示：左下颌下区多发类圆形占位，

左下颌下腺缺如（图1D）；胸部增强CT示：两肺内多

发大小不等结节，边界清晰，不排除转移（图1E）；正
电子发射计算机体层显像仪（positron emission
tomography and computed tomography，PET/CT）示：左

侧上叶尖后段纵膈旁近前侧胸膜处结节及左侧下颌

下区F⁃18氟代脱氧葡萄糖（F⁃18 fluorodeoxyglucose，

FDG）代谢增高，考虑转移（图1F ~ 1H）。
三、治疗

患者入院后完善各项术前检查，初步诊断为：

“左下颌下腺多形性腺瘤复发及肺占位（考虑转

移）”。按多学科协作诊疗（multidisciplinary team，

MDT）流程完善术前相关科室会诊。

1. 胸外科会诊意见：不除外肺部转移灶，可考

虑胸腔镜下活检，术中备快速病理，如与原发病理

性质一致可同期行肺楔形切除术。

2.放疗科会诊意见：患者颌下肿物生长明显加快，

不除外多形性腺瘤恶变伴肺部转移，结合肺部CT表

现为多发肺占位，可行手术切除，术后接受放射治疗。

3. 全身麻醉下行左侧下颌下肿物扩大切除术：

术中见左颌下腺缺如，肿瘤与皮肤粘连，多结节状，

包膜尚完整，与面神经下颌缘支毗邻，左腮腺下级

受累，设计包含皮肤的长弧形切口，解剖面神经完

整切除多发结节约5个。

4. 术中快速冰冻病理检查：下颌下腺快速病理

诊断为多形性腺瘤，胸腔镜下肺部肿物快速病理诊

断亦为多形性腺瘤。遂行肺部肿物楔形切除术。

四、病理学检查

1. 左下颌下腺肿瘤大体标本：灰红带皮肤组织一

块内结节状物5枚，大小约4.0 cm × 4.0 cm × 3.0 cm ~
1.0 cm × 0.5 cm × 1.0 cm，包膜尚完整，切面灰白，部

图1 肺转移性多形性腺瘤患者术前照片及影像学检查情况 A：复发术前侧面像；B：2019年手术前颌下区计算机体层摄影术（CT）显示左侧

下颌下肿物与下颌下腺关系密切；C：2019年术前胸部正位片未见异常；D：2021年颌下区CT提示左侧颌下囊性占位；E：2021年胸部CT见两肺

内多发大小不等结节；F~H：2021年正电子发射计算机体层显像仪（PET/CT）提示左侧颌下及肺部FDG高代谢信号

E F

A B C D

G H

301



中华口腔医学研究杂志（电子版）2021年 10月第 15卷第 5期 Chin J Stomatol Res（Electronic Edition），October 2021，Vol.15，No.5

分囊性改变。（1）镜下观察：瘤细胞排列呈筛孔状、

条索状或腺管状，瘤细胞多呈基底细胞样，大小较

一致，胞浆少，核圆形，染色较深，核分裂象少见（图

2）。（2）免疫组织化学检查：CK7、CK18、S100、P63、
CK5/6、CD117（+），Ki67 阳性指数 10%；Calponin、
Dog⁃1（-）。（3）病理诊断：左下颌下腺多形性腺瘤，

内有腺样囊性癌成分（筛状型为主）。

2. 左肺上叶肿瘤大体标本：肺组织块内见，约

4.0 cm × 3.0 cm × 2.5 cm ~ 1.0 cm × 1.0 cm × 0.8 cm
肿物，剖面呈灰白色，胸腔镜下见表面胸膜凹陷。

（1）镜下观察：肺组织标本内可见界限清楚的结节，

无包膜，肿瘤细胞呈巢状或者条索状排列，部分肿

瘤细胞排列呈腺管样，间质黏液样变性显著，局部

间质呈软骨黏液样变性（图 3）。（2）免疫组织化学

检查：CK5/6、CK7、CK18、S100、P63、CD117（+），Ki67
阳性指数 10%；Calponin、Dog⁃1（-）。（3）病理诊断：

左肺上叶多形性腺瘤，提示转移。

讨 论

多形性腺瘤也称作混合瘤，是临床中最为常见

的唾液腺良性肿瘤，生长缓慢，占所有唾液腺肿瘤

的 60%。但多形性腺瘤易复发，少部分可有恶变潜

能。2005 年出版的世界卫生组织（World Health
Organization，WHO）肿瘤分类（第 3版）“头颈部肿

瘤病理学及遗传学”，将恶性多形性腺瘤分为癌在

多形性腺瘤中（carcinoma ex⁃pleomorphic adenoma，
CEPA）、癌肉瘤及MPA。MPA是一种极为罕见的低

度恶性肿瘤［1］，它是恶性多形性腺瘤分类中最不常

见的一种类型，仅占所有恶性多形性腺瘤的 1%［1］，

其流行病学特点、发病机制、治疗和预后尚不清楚［2］。

文献报道，大多数多形性腺瘤转移病例在发生转移

灶之前至少有过一次原发多形性腺瘤的复发［3］。

“转移”在病理学上是恶性肿瘤的特征，因此MPA这

一病名在病理学上是相互矛盾的。在WHO 2005年
公布的分类中，MPA被定义为“一种组织学上良性

的，但临床表现为原因不明的局部或远处转移的多

形性腺瘤”［4］，MPA目前尚未有一致的组织病理学指

标可以区分转移性和非转移性多形性腺瘤。尽管

肿瘤具有良性的组织学特征，但在 22%的病例中仍

有转移和致死的可能［3］。还有学者认为，MPA是多

形性腺瘤到CEPA的病变发展过程中的一个重要环

节［5］。MPA最早是由 Foote和 Frazell［6］于 1953年首

次报道，2015年Knight和Ratnasing等［7⁃9］对 83例唾

液腺多形性腺瘤病例进行综述，认为原发性多形性

腺瘤的发病年龄为 9 ~ 73岁，平均 34.3岁，确诊为

MPA患者的发病年龄11~83岁，平均49.5岁。多形性

腺瘤到MPA之间发病的时间间隔为数月至 51年，

平均 14.9年［10］，其中女性稍多；越是年轻的多形性

腺瘤患者罹患MPA的时间越早，发生其他部位转移

的可能性越大，多次复发者恶变的潜能越高。但由

图2 下颌下腺肿瘤镜下表现（苏木精-伊红） 2A为低倍放大；2B为中倍放大；2C为高倍放大；瘤细胞排列呈筛孔状、条索状或腺管状，瘤细胞

多呈基底细胞样，大小较一致，胞浆少，核圆形，染色较深，核分裂象少见 图3 肺部肿瘤镜下表现（苏木精-伊红） 3A为低倍放大；3B为

中倍放大；3C为高倍放大；由上皮和间充质细胞组成的肿瘤细胞排列呈腺管样，见大量黏液软骨样组织，周围可见肺泡组织

2B2A 2C

3A 3B 3C

302



中华口腔医学研究杂志（电子版）2021年 10月第 15卷第 5期 Chin J Stomatol Res（Electronic Edition），October 2021，Vol.15，No.5

于组织学表现和免疫组化等手段对其转移潜能不

能检测，对于该肿瘤在分子遗传学上的改变尚待进

一步研究。

复发及转移的流行病学特点为：多形性腺瘤最

常见原发部位是腮腺（74.1%），其次为下颌下腺

（14.8%）［11］，罕见原发于肺部［12］。骨和肺是最常见的

转移部位［13⁃14］，其次是淋巴结，文献报道在锁骨、肾

脏处也可出现转移肿瘤灶［15⁃16］。由于大多数MPA病

例都发生在原发或复发病变的外科治疗之后，因此

推测外科手术可能会使肿瘤细胞获得淋巴或静脉

通路，从而促进肿瘤细胞的血源性扩散。Wermuth
等［17］报道了一例原发于软腭的多形性腺瘤转移至

肺，提出口腔内的肿瘤细胞经呼吸道播散的假设。

目前，还没有明确的指标可以预测多形性腺瘤

的转移潜能。MPA组织病理学特征及免疫组化表达

与良性多形性腺瘤相同，无恶性指征，与多形性腺

瘤无法鉴别［18］。有研究报道，MPA更多表现为肿瘤

细胞周围有丰富的黏液样基质［19］，DNA倍体、癌基

因、抑癌基因等分子因素与肿瘤转移之间的关系尚

不明确［20］。近年有学者通过免疫生物标记物CD105
的表达来区分多形性腺瘤和MPA［21］。磁共振成像

（MRI）有助于识别复发性多形性腺瘤，原发性及转移

性多形性腺瘤在 T2加权像上显示高信号［22⁃23］。在

PET/CT中，分析患者复发或转移的病灶的最大标准

摄取值（maximal standardized uptake values，SUVmax）
有利于诊断［24］。如考虑原发肺癌伴淋巴结转移，原

发灶 SUVmax = 10.18 ± 4.70，且 SUV值与其分化程

度及 TNM分期有关［25］。本病例左肺上叶尖后段结

节见异常放射性浓聚影（SUVmax = 3.5）；双肺多发

结节放射性稍浓聚影（SUVmax = 3.2）。这一定程度

上提示了良性肿瘤的特征［26］。本病例中下颌下区异

常放射性浓聚影（SUVmax = 4.8）；虽然FDG⁃PET/CT
在肿瘤学中起着关键作用，但FDG积聚并不是癌症

特有的。唾液腺良性肿瘤对FDG摄取高，即SUVmax
范围为 0.9 ~ 18.0，恶性肿瘤的 SUVmax范围为 2.6 ~
23.1，良、恶性肿瘤的SUVmax差异无统计学意义［27］，

良性唾液腺肿瘤（多形性腺瘤、沃辛瘤等）可以表现

似恶性，考虑肿块的形状和边界可以提高腮腺恶性

肿瘤的诊断准确率。如果PET/CT联合CT显示为圆

形或椭圆形、边界清晰、密度均匀，则FDG阳性的唾

液腺肿块可能是良性肿瘤，否则很可能是恶性肿

瘤。本例患者高分辨CT提示为圆形，边界清楚，内

见密度减低区，考虑良性病变为主。

虽然唾液腺多形性腺瘤较常见，但原发性的肺

多形性腺瘤却很罕见，占所有多形性腺瘤的 2% ~
9%，占肺部肿瘤的1%，故肺部多形性腺瘤常见为转

移灶。本病例患者首次手术前常规查体未见肺部

占位，术后 2年左下颌下原发灶复发同时发现肺部

多发结节肿物，结合患者PET/CT表现，考虑为左下

颌下多形性腺瘤伴肺部转移。精确地彻底切除多

形性腺瘤，包括原发灶和转移灶的根治切除是预防

MPA的最佳方法［28］，放疗或化疗起辅助作用，单纯

应用在控制疾病进展方面效果微乎其微，甚至有学

者认为放疗可能加速肿瘤的复发及恶化，一些病例

报道了化疗对多形性腺瘤的有效性［29］。本例术前

通过口腔颌面外科、胸外科及放疗科多学科会诊，

病史中近期肿瘤突然增大史，以及影像学显示下颌

下区和肺部多发病变的信息提示，原发灶及转移性

肺多形性腺瘤发生恶性转化可能，制定手术彻底切

除计划。术后免疫组化结果证实：左下颌下腺多形

性腺瘤复发，瘤体存在腺样囊性癌成分，属CEPA，

且伴有肺部的转移，与术前诊断一致。

综上所述，肺转移性多形性腺瘤罕见，原发病灶

内部伴有恶变的更为罕见，使用PET⁃CT等检查手段

进行仔细观察对该病的诊断和进展预判有重要参

考价值，PET/CT最大摄取值（SUVmax）对鉴别肺癌

与唾液腺肿瘤具有一定的诊断价值，但对于唾液腺

良恶性的鉴别无明显统计学意义，故要依据患者的

PET/CT与CT或MRI的肿瘤成像的形态、边界、密度判

断肿瘤性质，但组织病理学仍是病理诊断的金标准。

依据肿瘤的病理变化特点，必要时建议患者接受术

后放化疗，对有局部复发转移史的患者应长期随访。
利益冲突 所有作者均声明不存在利益冲突
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