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【Ａｂｓｔｒａｃｔ】　 This study reports the clinical data of two patients with ruptured juvenile cystic adenomyoma and conducts

a literature review and analysis.

【Ｋｅｙ ｗｏｒｄｓ】　 Juvenile cystic adenomyoma; Dysmenorrhea; Diagnosis; Treatment

　 　 病例 １．患者，２５ 岁，未婚未育。 因“经期腹痛 ２ 年，下腹部

疼痛伴腹胀 １ ｄ”于 ２０２３ 年 ３ 月 １９ 日入院。 既往月经规律，无
原发性痛经，２ 年前出现经期下腹痛，１ 年前行妇科彩色超声检

查示“子宫腺肌病”，口服布洛芬可缓解，１ ｄ 前活动后突发持续

性下腹痛伴腹胀，症状无缓解，遂入院。 既往体健，个人史及家

族史无特殊，无性生活史。 查体：下腹压痛阳性，移动性浊音阳

性，无反跳痛及肌紧张，未行专科检查。 血常规示：Ｈｂ ８２ ｇ ／ Ｌ，
糖类抗原 １２５（ＣＡ１２５）５９９ Ｕ ／ ｍｌ，妇科彩色超声检查示：子宫饱

满伴肌层回声不均（６．７ ｃｍ×５．９ ｃｍ×６．８ ｃｍ），左盆腔混合性肿

块（５．７ ｃｍ×５．０ ｃｍ×４．３ ｃｍ），子宫浆膜下不规则低回声区（较大

者 ３．３ ｃｍ×１．４ ｃｍ），盆腹腔中度积液（见图 １）。 行腹腔穿刺抽

出不凝血。 急诊行腹腔镜探查术，术中见盆腔及道格拉斯窝

（Ｄｏｕｇｌａｓ ｎｅｓｔ）积血约 １ ０００ ｍｌ，子宫体饱满，质软，表面多发紫

蓝色窦状区域，宫底见直径约 ２．０ ｃｍ、深约 １．２ ｃｍ 火山口状破

裂灶，前壁近宫底处见大小约 ２．０ ｃｍ 紫蓝色窦状病灶伴芽状血

管突起，存在破裂风险。 双侧输卵管及卵巢未见异常（见图

２Ａ、Ｂ）。 初步诊断为青少年型囊性子宫腺肌病破裂。 考虑到家

属要求最大限度保留患者生育功能并尽量减少手术创伤，术中

仅切除已破裂及高危破裂病灶并行缝合术，未处理其余病灶。
术后病理示少许组织呈子宫腺肌病改变（见图 ２Ｃ）。 术后予醋

酸亮丙瑞林微球治疗 ３ 周期，因不良反应改服地诺孕素，６ 个月

后因经济原因换用屈螺酮炔雌醇片 （Ⅱ）。 术后 ４ 个月复查

ＣＡ１２５ ２１３．７０ Ｕ ／ ｍｌ，术后 １ 年余行妇科彩色超声检查示：右侧

附件小囊肿（２． ６ ｃｍ× １． １ ｃｍ）。 目前患者月经规律，无明显

痛经。
　 　 病例 ２．患者，１４ 岁，未婚未育。 因“月经紊乱 ２ 年，下腹部

疼痛伴腹胀 ２ ｄ”于 ２０２３ 年 ９ 月 １４ 日入院。 初潮年龄 １２ 岁，平
素月经不规律，经量时多时少，伴重度痛经，药物治疗效果差。
１ 个月前行妇科彩色超声检查示“子宫腺肌病可能”，２ ｄ 前睡

眠中突发持续性下腹痛伴腹胀，遂入院。 既往体健，个人史及

注：Ａ．左盆腔混合性肿块；Ｂ．子宫饱满伴肌层回声不均；Ｃ．子宫浆膜下不规则低回声区。
图 １　 病例 １ 术前超声检查结果
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家族史无特殊，无性生活史。 查体：体温 ３８℃，下腹压痛、反跳

痛阳性，移动性浊音阳性，无肌紧张，未行专科检查。 血常规

示：ＷＢＣ ２７．９１×１０９ ／ Ｌ，Ｎｅｕ ２５．０８×１０９ ／ Ｌ，Ｈｂ ９１ ｇ ／ Ｌ。 全腹 ＣＴ
示：脾周、胸腹盆腔积液，双侧附件囊肿，不完全肠梗阻。 予抗

感染治疗后症状无缓解，入院第 ２ 日复查 Ｈｂ 降至 ７２ ｇ ／ Ｌ；妇科

彩色超声检查示：子宫纵隔，左侧子宫肌层回声不均，宫底周围

异常肿块（右侧 ３．０ ｃｍ×２．８ ｃｍ×１．９ ｃｍ，左侧 ５．３ ｃｍ×４．１ ｃｍ×
３．４ ｃｍ），腹腔积液，双侧附件囊肿 （左侧 ４． ０ ｃｍ × ３． ５ ｃｍ ×
１．８ ｃｍ；右侧 ２．１ ｃｍ×１．９ ｃｍ×１．５ ｃｍ）。 急诊行腹腔镜探查术，
术中见盆腔及道格拉斯窝积血约 ８００ ｍｌ，子宫体积大，质软，表
面见 ３ 处火山口样破裂灶（宫底：直径约 ２．５ ｃｍ、深约 １．５ ｃｍ；前
壁及右后壁各直径约 １． ５ ｃｍ、深约 １． ５ ｃｍ），右后壁另见约

１．０ ｃｍ紫蓝色窦状病灶伴芽状血管突起，为高危破裂病灶，双侧

输卵管系膜囊肿（各约 ３．０ ｃｍ×２．０ ｃｍ），双侧卵巢表面未见异

常。 结合病情确诊为青少年型囊性子宫腺肌病破裂。 术中超

声提示子宫肌层内仍存在多发囊性病灶，但子宫表面浆膜层不

可见。 经与家属充分沟通，术中切除表面可见的破裂及高危病

灶，并行缝合术及切除双侧输卵管系膜囊肿，未处理其余病灶。
术后病理：考虑子宫腺肌病，伴囊性变，炎性细胞浸润；双侧附

件呈泡状（见图 ３Ａ）。 术后予口服屈螺酮炔雌醇片（Ⅱ）治疗 ６
个月，后续改服地诺孕素。 术后 ２ ｄ ＣＡ１２５ １ １４８ Ｕ ／ ｍｌ，术后 １
个月行妇科彩色超声示：子宫纵隔，子宫增大伴回声不均

（６．７ ｃｍ×７．２ ｃｍ× ５． ４ ｃｍ，提示子宫腺肌病），子宫肌层小囊

（０．５ ｃｍ×０．４ ｃｍ），盆腔少量积液（见图 ３Ｂ），术后 ５ 个月余复查

ＣＡ１２５ 降至 １３．２０ Ｕ ／ ｍｌ；术后 ２ 年复查妇科彩色超声示：子宫纵

隔，子宫形态饱满伴回声不均（５．６ ｃｍ×６．６ ｃｍ×４．５ ｃｍ，提示子

宫腺肌病，见图 ３Ｃ）。 目前患者月经规律，无明显痛经。
　 　 讨　 论　 青少年型囊性子宫腺肌病（ ｊｕｖｅｎｉｌｅ ｃｙｓｔｉｃ ａｄｅｎｏ⁃
ｍｙｏｓｉｓ，ＪＣＡ）为子宫腺肌病的罕见亚型，其病灶破裂病例更为罕

见，外文文献仅见少数个案报道，国内已报道的 ２ 例均为成年

型，且均行全子宫切除术［１⁃４］ 。 本组 ２ 例为中文文献首次报道

青少年型囊性子宫腺肌病破裂病例，可为临床诊疗提供重要参

考。 囊性子宫腺肌病于 １９９０ 年由 Ｐａｒｕｌｅｋａｒ 首次报道，２０２０ 年

《子宫腺肌病诊治中国专家共识》将其正式纳入国内诊断体系，
明确定义为：局限性病灶内存在≥１ 个直径≥１０ ｍｍ 的囊腔，囊
腔内衬子宫内膜腺体及间质，内容物为咖啡色液体，周围环绕

增生肥大的平滑肌层［５⁃６］ 。 该病按年龄分为青少年型与成年

型，青少年型患者年龄≤３０ 岁，以早期重度痛经为核心特征［７］ ；
成年型患者年龄多＞３０ 岁，症状与典型子宫腺肌病相似，常伴子

宫手术创伤史［８］ 。 因目前该病术语尚未统一，本文统一采用国

内病名“囊性子宫腺肌病”表述。
　 　 囊性子宫腺肌病发病机制尚未完全阐明，目前主要包括原

发性与继发性两种理论。 原发性病变与苗勒管发育残留相关，
残留的苗勒管上皮在卵巢激素作用下周期性出血形成囊腔，早
期易被误诊为梗阻性生殖道畸形［９］ ；继发性病变与子宫内膜－
肌层结合带损伤有关，妊娠、分娩及宫腔有创操作等可促使基

底层内膜侵入肌层生长，多可解释成年型病例的发病原因［１０］ 。
此外，也有文献指出，囊性子宫腺肌病可能是子宫内膜反复损

伤和修复、雌激素水平异常、免疫反应、炎性反应等因素所致，
但现有研究仅限个案，确切机制待深入探究［１１］ 。 囊性子宫腺肌

病破裂的机制亦不明确，可能为激素介导的病理改变与机械性

因素共同作用所致。 妊娠状态下，病灶对孕酮高敏感而蜕膜

　 　 注：Ａ．术中见子宫体饱满，质软，表面多发紫蓝色窦状区域；Ｂ．术中见宫底部直径约 ２．０ ｃｍ、深约 １．２ ｃｍ 火山口状破裂灶；Ｃ．术后病理提示少许组

织呈子宫腺肌病改变（ＨＥ 染色，×４０）。
图 ２　 病例 １ 术中情况及术后病理图像

注：Ａ．术后病理考虑子宫腺肌病，伴囊性变（ＨＥ 染色，×１０）；Ｂ．术后 １ 个月超声检查结果；Ｃ：术后 ２ 年超声检查结果。
图 ３　 病例 ２ 术后病理图像及超声检查
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化，引发间质细胞过度转化、肌细胞萎缩坏死，破坏子宫肌层结

构；非妊娠状态（如肥胖青少年）中，雌激素水平异常及子宫压

力升高诱发病灶出血，导致肌纤维分离、肌层薄弱，这两种机制

均通过在病灶处形成结构薄弱点，并在内外压力作用下引发

破裂［１２］ 。
　 　 囊性子宫腺肌病临床表现无特异性，与普通子宫腺肌病相

似，以渐进性痛经、异常子宫出血为常见症状，部分患者可无明

显症状导致病情隐匿进展，或以病灶自发破裂所致急腹症为首

发表现［１３］ 。 本组 ２ 例患者均以突发下腹痛就诊，符合破裂特

征。 该病术前鉴别困难，延误治疗可致进行性腹腔出血、失血

性休克，临床需先排除异位妊娠破裂、卵巢囊肿破裂、子宫肌瘤

囊性变破裂、子宫肌瘤红色变性、盆腔炎性疾病或输卵管卵巢

脓肿破裂、梗阻性生殖道畸形及阑尾炎、肠穿孔等其他急腹症，
最终结合临床症状、辅助检查、术中探查及术后病理确诊。 辅

助检查中，超声可提示子宫肌层内囊性肿块，囊内无回声或低

回声，周围肌层轻度浸润、血流信号不明显，与宫腔界限清

晰［１４］ 。 床旁快速超声可灵敏检测囊肿破裂出血患者的腹腔积

液，但存在操作经验、图像质量的局限性，且难以明确出血来

源；磁共振（ＭＲ）具有特征性表现（Ｔ１ 加权像高信号、Ｔ２ 加权像

低信号），诊断特异度达 ０．９６［１５］ ；ＣＡ１２５ 水平可正常或轻度升

高，破裂后因囊内高浓度液体入血可能骤升，可作为术前辅助

诊断及术后随访指标［２，１６］ ；子宫输卵管造影（ＨＳＧ）可鉴别生殖

道畸形，联合静脉肾盂造影（ ＩＶＰ）可提高合并泌尿系畸形的诊

断准确率，但不适用于无性生活史或急诊患者［７］ 。 术后病理为

诊断金标准，可见囊内巧克力样液体及典型组织学改变。
　 　 目前囊性子宫腺肌病治疗的核心原则为彻底清除病灶，兼
顾生育需求与复发预防，但需根据患者年龄、症状严重程度、病
灶特点及生育愿望制定个体化方案。 药物治疗方面，非甾体类

抗炎药、口服避孕药及促性腺激素释放激素类似物（ＧｎＲＨ⁃ａ）
可一定程度缓解症状，但难以根治，停药易复发［１４］ 。 左炔诺孕

酮宫内缓释系统对常规腺肌病有效，在囊性子宫腺肌病中应用

有限。 射频消融等微创手段因无法获取病理组织，需慎用［１７］ 。
有研究提出，高强度聚焦超声能够靶向定位，创伤小且不良反

应轻微［１８］ 。 然而，该研究的数据仅来源于 ４ 个病例，缺乏大数

据支持。 手术为主要治疗手段，腹腔镜下病灶切除术因创伤

小、恢复快、可保留生育功能而被推荐，病灶隐匿于肌层时可借

助超声引导切除，黏膜下病灶可考虑宫腔镜手术，无生育需求

或疑似恶变者可选择全子宫切除术［１９⁃２０］ 。 但腹腔镜下保留生

育功能的手术对操作技术要求较高，对于多发的局灶性腺肌病

病变或伴随周围弥漫性病变，需在彻底切除病灶与子宫功能保

留、减少并发症之间寻求平衡［２１］ 。 术后个体化药物辅助方案可

改善手术效果并缓解术后痛经，但学术界对术后药物辅助治疗

的必要性仍存分歧［２２］ 。 本组 ２ 例患者术中未完全切除病灶，术
后予规范药物辅助治疗，随访显示患者恢复良好，痛经症状明

显缓解，残余病灶逐渐缩小至消失，疗效显著。 据此笔者认为

急性腹痛型囊性腺肌病患者在急诊手术后需辅以药物治疗，对
于非急腹症的囊性子宫腺肌病患者，尝试药物保守治疗可能获

得良好疗效。 然而，药物治疗能否作为囊性子宫腺肌病的首选

治疗方式，仍需更多病例积累验证。
　 　 囊性子宫腺肌病虽为良性疾病，规范化治疗后总体预后良

好，但 ２０１４ 年日本学者报道首例囊性子宫腺肌病恶变为中分化

子宫内膜样腺癌的病例，提示即使恶变概率低，也需通过规范

随访早期识别恶性病变［２３］ 。
　 　 综上，囊性子宫腺肌病破裂致腹腔内出血为罕见凶险妇科

急腹症，对青少年急腹症患者鉴别诊断时需警惕囊性子宫腺肌

病破裂可能。 本研究为该病术后药物辅助治疗提供临床依据，
也为药物治疗能否作为囊性子宫腺肌病首选治疗方案提供探

讨方向。
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