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脊柱骨母细胞瘤继发动脉瘤样骨囊肿：1 例报道和综述

黄冲宇，李波*，王涵，周游

（三峡大学附属仁和医院骨科，湖北宜昌 443001）

摘要：骨母细胞瘤（osteoblastoma, OB）继发动脉瘤样骨囊肿（aneurysmal bone cysts, ABCs）是一种罕见的原发性骨肿瘤，

多见于脊柱，以椎体后部附件最常见。绝大多数患者表现为颈背部局部疼痛，可致疼痛性脊柱侧弯及相应神经压迫症状。因组

织学上与骨样骨瘤相似，需结合多模式影像学和病理学相鉴别。目前，手术治疗是该疾病最重要的治疗方式，包括传统的开放

手术以及微创手术。本文报告 1 例腰椎 OB 继发 ABCs，并对已发表的国内外文献进行综述。
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Aneurysmal bone cyst secondary to spinal osteoblastoma: A case report and review // HUANG Chong-yu, LI Bo, WANG Han,

ZHOU You. Department of Orthopedics, Renhe Hospital, Three Gorges University, Yichang 443001, Hubei, China
Abstract: Aneurysmal bone cysts (ABCs) secondary to osteoblastoma (OB) is a rare primary bone tumor, most commonly seen in the

spine, particularly affecting the posterior elements of the vertebrae. The majority of patients present with localized pain in the neck and back,
which can lead to painful scoliosis and corresponding nerve compression symptoms. Due to its histological similarity to osteoid osteoma, mul⁃
timodal imaging and pathological differentiation are necessary. Currently, surgical treatment is the most important approach for this disease,
including traditional open surgery and minimally invasive surgery. This paper reports a case of lumbar OB secondary to ABCs and reviews
and summarizes the literature published both domestically and internationally.

Key words: osteoblastoma, aneurysmal bone cysts, spinal tumors, clinical presentation, surgical treatment

骨母细胞瘤（osteoblastoma, OB）是一种罕见的

原发性骨肿瘤，约占所有原发性骨肿瘤的 1%，占所

有良性骨肿瘤的 3%［1］。1935 年，Jaffe 首次将 OB 描

述为“骨母细胞瘤-骨样瘤”。1956 年，Jaffe 和 Lich⁃
tenstein 分别独立地将其描述为“良性骨母细胞瘤”。

1984 年，Dorfman 提出了“侵袭性骨母细胞瘤”的交

界性成骨性肿瘤实体，并发现与高复发率和恶性转化

潜能有关。据报道，10%~15%的 OB 中存在动脉瘤样

骨囊肿 （aneurysmal bone cysts, ABCs）［2］。ABCs 由

Jaffe 和 Lichenstein 于 1942 年首次在文献中描述［3］，

是一种罕见的侵袭性、扩张性和溶骨性病变，约占所

有骨肿瘤的 1%，约占所有原发性脊柱肿瘤的

15%［4］，有作者报道了 33 例脊柱 ABCs 病变主要位

于胸椎（24.2%）和腰椎（33.3%）［5］。与 OB 类似，

ABCs 最常累及脊柱后部结构；还可能延伸到椎体和

椎管内 ［6］。OB 与 ABCs 同时出现在人群中相当罕

见，当病变定位在腰椎时更为罕见。本文报道 1 例

L3椎体 OB 继发 ABCs 的病例，并对相关文献进行综

述。

1 病例报道

患者女性，39 岁，因“腰背部疼痛伴活动受限 3
周余，加重伴左足母趾麻木 4 d”入院，患者自诉 3
周前无明显诱因出现腰背部疼痛不适，劳动后加重，

自行予以理疗后症状反复，4 d 前疼痛进行性加重伴

左足麻木。患者既往体健，无特殊病史。入院查体：

腰背部皮肤无红肿、破溃，脊柱未见明显畸形，脊柱

腰段叩击痛（+），棘旁竖脊肌压痛（+），双下肢直

腿抬高试验（-），“4”字试验（-），足母趾麻木，

双下肢肌力可，肌力 5 级，双下肢无感觉障碍，末梢

血运可。背部疼痛视觉模拟评分 （visual analogue
scale, VAS） 6 分，入院后 CT 及腰椎 MRI 提示 L3 椎

体附件骨质膨大，其内可见片状长 T1、短 T2 信号
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影，边缘见不规则长 T1、长 T2 信号影包绕，部分病

灶内可见液-液平面，大小约 3.0 cm×2.1 cm×1.2 cm，

相应水平硬膜囊受压，椎管变窄（图 1a），考虑为骨

纤维异常增殖症合并动脉瘤样骨囊肿可能，骨母细胞

瘤或其他骨肿瘤待排。

完善相关术前检查、术前评估，排除手术禁忌

证，患者在全麻插管下行“L3椎体病灶切除+椎管减

压+椎弓根螺钉内固定+同种异体骨植骨术”，术中可

见 L3棘突、椎板结构异常，形成囊性变，内含豆腐

渣样松软组织，充分取出后送病检。病检提示镜下见

病变境界较清楚，由大量编织骨样组织及少量纤维结

缔组织组成，编织骨样组织排列密集，呈类圆形，周

围有增生的骨母细胞被覆，编织骨样组织有少量分化

尚好的纤维结缔组织，部分区域可见囊壁样结构（图

1e），病检送上级医院复检，结果为骨母细胞瘤伴钙

化，局部呈动脉瘤样骨囊肿改变。患者术后 1 个月后

复查，X 线片示内固定位置良好（图 1c, 1d）。免疫

组化：CKpan（-）、Vimentin（+）、EMA（+）、Ki-
67（Li 约 1%）、CD34（血管+）、SMA（灶+）、CD45
（+）、CD68（部分+）、CD163（+）、Desmin（-）。患

者术后复查未诉特殊不适，行走自如，背部 VAS 评

分 1 分。

图 1. 患者女性，39 岁。1a：术前 CT 示 L3椎体棘突、椎板及右侧椎弓根骨质膨隆，其内正常骨小梁结构消失，密度不均，

可见磨玻璃影及斑片状高密度影，周围可见囊状低密度影，局部可见边缘硬化，边界尚清，未突破骨皮质，未见明显软组织

肿块；1b：术前腰椎 MRI 示 L3椎体棘突可见膨胀性骨质破坏，病灶中央呈长 T1、短 T2 信号，L3层面硬膜囊稍受压，病灶

边界较清晰，周围软组织未受累；1c，1d：术后复查腰椎正侧位 X 线片示内固定位置良好；1e：术后病检，镜下见病变境界

较清楚，由大量编织骨样组织及少量纤维结缔组织组成，周围有增生的骨母细胞被覆，部分区域可见囊壁样结构。

Figure 1. A 39-year-old female. 1a: Preoperative CT showed that the lesion involved the L3 spinous process, lamina, and right pedicle,
with visible osseous expansion, absent normal trabecular structure, uneven density, ground-glass opacity, and patchy high-density shad⁃
ows, surrounding by cystic low-density lesion with local marginal sclerosis, clear boundaries, while no obvious soft tissue mass；1b: Pre⁃
operative MRI showed expansive osseous destruction of the L3 vertebral spinous process, with the central lesion displaying long T1 and
short T2 signals, compressed dural sac at the L3 level with clear lesion boundary；1c, 1d: Postoperative anteroposterior and lateral X-
rays demonstrated the implants in proper position; 1e: Postoperative pathology undermicroscopy showed the relatively clear boundary le⁃
sion, which were composed of a large amount of woven bone-like tissue and a small amount of fibrous connective tissue, covered by pro⁃
liferative osteoblasts, cyst wall-like structures visible in some areas.

2 讨论和文献综述

OB 可发生于任何年龄段，发病高峰年龄为 10~
30 岁，男女比例为 2∶1~2.5∶1［7］。在脊柱 OB 中颈

椎、胸椎和腰椎出现频率是相等的［6，8］。OB 可累及

任何部位，但最常累及的部位是脊柱后部附件（36%
~40%），尤其是在椎弓根和椎板［8，9］，并可延伸至椎

体，Versteeg 等［10］回顾性分析了 102 例脊柱 OB，发

现 45%的肿瘤在椎体的前部和后部均有延伸。目

前，OB 在病理学上分为 2 个亚型，包括良性 OB 和

上皮样 OB［8］。虽然脊柱上皮样 OB 是良性肿瘤，但

常引起明显的骨质破坏、软组织浸润和硬膜外扩张，

具有明显生物学侵袭性，故有些学者也将其称为恶性

OB 或侵袭性 OB。WHO 指出，上皮样 OB 的存在并

不表明 OB 总是具有侵袭性的临床过程，所以更倾向

于使用“上皮样 OB”这一命名 ［11］。有学者利用

RNA 测序方法，在上皮样 OB 细胞中首次鉴定了

COL1A1-FYN 融合基因［12］，在后续的研究中发现了

FOS-ANKH 和 FOS-RUNX2 融合基因［13］。骨样骨瘤

和 OB 是形态相似的成骨性肿瘤［14］，OB 是有明确的

中央钙化的肿瘤巢，由编织骨的骨小梁组成，内含

饱满的圆形或卵圆形偏心核的成骨细胞，骨小梁排
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列整齐，中间有纤维血管基质，内含血管和破骨细

胞［11］。OB 的直径通常>2 cm，而骨样骨瘤的直径

<1.5 cm［8］。ABCs 最常见于 20 岁以下的患者，但已

报道的年龄为 2~69 岁［15］。ABCs 分为两类：原发性

病变（primary aneurysmal bone cysts, PABCs）和继发

性病变（secondary aneurysmal bone cysts, SABCs）。近

70%的 ABCs 为原发性，其余 30%继发于其他肿瘤，

如骨母细胞瘤、巨细胞瘤、血管瘤、骨肉瘤等［16］，

PABCs 是一种独立的肿瘤，其中癌基因泛素特异性

蛋白酶 USP6 参与了 PABCs 的形成，而 SABCs 可能

是由于血液动力学异常引起静脉压升高，导致出血，

或由潜在肿瘤变性的囊性改变引起的［5］。

2.1 影像学评估

X 线片是初步评估 OB 的首选，其典型表现为局

限性、膨胀性圆形肿块，周围界限清楚，瘤体内常有

斑点状或索状基质钙化或骨化影，混有溶骨性透亮

影，病灶边缘常有明显的硬化环［9］。50%的患者在 X
线片上无法观察到 OB，仅以 X 线检查作为诊断手

段，可能会导致误诊［17］。但 X 线在脊柱侧弯和后凸

畸形的诊断中具有一定的优势。而 ABCs 在 X 线片上

表现为皂泡样或气球样膨胀性改变［5］。CT 可精确定

位瘤巢，其最优越的方面是其对细微钙化检测及骨质

破坏类型的敏感性［1］。OB 最特征性 CT 表现是具有

硬化壳的溶骨性膨胀性病变，其钙化在所有病变中均

有发现［18，19］。大多数 OB 在 CT 平扫图像上呈低至等

密度，而在 ABCs 中可以显示病灶内的液-液平

面［15］，另外，CT 也存在对病变范围低估的缺陷。在

MRI 上，OB 最显著的表现是反应性水肿，包括骨髓

水肿、软组织水肿，MRI 增强扫描可能有助于区分

瘤巢和水肿［18］。T1 加权上表现为低等信号，T2 加权

上表现为中等至高强度信号［9，18］，代表了此类病变的

高度血管性质。特征性的瘤周水肿被描述为“耀斑现

象”，是由肿瘤的广泛弥漫性、反应性炎症引起。同

时，MRI 可能高估病变的范围和肿瘤的恶性程度。

虽然 MRI 在显示钙化方面不如 CT，但在显示椎管内

压迫、软组织侵犯等方面尤其有价值。ABCs 在 MRI
表现上，T1 加权像呈低信号，T2 加权像呈高信号，

内含液-液平面的囊性肿块［5］。PET 是评价 OB 最敏

感的方法［1］。也有学者认为全身骨扫描可以显示病灶

部位有明显的放射性摄取聚集，是 OB 最敏感的诊断

工具［18］。虽然 OB 和 ABCs 的影像学特征已被独立描

述，但没有将两种病变放在一起的影像学描述。总

之，脊柱 OB 继发 ABCs 是一种罕见的肿瘤，具有一

些独特的放射学特征。

2.2 发病机理与特点

目前关于 OB 继发 ABCs 的病因尚未明确。通过

免疫组化分析，CD98 在骨肿瘤中的表达以 OB 最

高［20］，发现 60%~80%的 OB 显示 FOS 重排，FOS 表

达增加，可作为临床诊断的可靠标志物［21］，并且以

更高的分辨率分析并确定 NF2 基因是 OB 中 22q12
缺失的最有可能的靶点，NF2 的缺失破坏了 Hippo 信

号通路，这是破骨细胞形成和骨稳态的关键成

分［22］。研究表明，miR-135b-5p 表达沉默 PPM1E 蛋

白，激活 AMPK 抑制 OB 细胞增殖，可能是一个新的

抗癌 microRNA［23］。在经典 Wnt/β-catenin 信号通路

的自分泌激活被报道可以直接调节肿瘤的增殖，Wnt
途径中的上游蛋白（wntless, WLS）在一些肿瘤中高

表达，在涉及人和小鼠的体外遗传学研究表明，WLS
在成骨细胞分化和骨矿化中起关键作用，所有的 OB
都可见 YJ5（一种 WLS 特异性抗体）的强免疫反应

性，ABCs 显示 YJ5 免疫染色缺失/弱阳性［24］。成骨

细胞特异基因是一种新发现的转录因子，对成骨细胞

分化和骨形成至关重要，其表达受 Runx2 蛋白控

制，而成骨细胞特异基因和 Runx2 主要表达在最终

分化为成骨细胞的线粒体膜细胞中，所以 Runx2、成

骨细胞特异基因在 OB 中呈强核表达［25］。

2.3 临床表现

临床上，患者最常见的症状是持续的颈部或背部

疼痛、椎旁肌肉僵硬，疼痛特征为夜间比白天轻的钝

痛［9］，并且这种疼痛对 NSAIDs 药物不敏感。由于

OB 的侵袭性和较大的体积累及椎间孔导致神经根受

压和椎管狭窄，所以多达 50%的患者可出现根性症

状［8］，表现为下肢麻木、神经根疼痛和异常感觉，甚

至还可能出现截瘫。同时，脊柱侧弯是脊柱 OB 的常

见表现，这种畸形可能是疼痛性脊柱侧弯，侧弯被认

为是对疼痛的代偿反应，并迅速进展。这种现象最常

见于胸椎和腰椎 OB，大多数患者在适当的手术干预

后，畸形改善或完全消失［17］。由于脊柱 OB 的罕见

性或非特异性症状，所以在病程的早期很少被诊断。

ABCs 患者常表现出的症状为非特异性、隐匿起病的

疼痛、肿胀，部分病例出现病理性骨折［26］。

2.4 治疗

2.4.1 手术治疗

对于脊柱 OB 继发 ABCs 保守治疗无效，主要是

采用手术治疗。目前，OB 的分期采用的是 Enneking
分期［27］，分为 3 期：潜伏期 （S1）、活跃期 （S2）、

侵袭期（S3）［28］。对于 Enneking 分期的 1 期和 2 期

病变应行完整的病灶内刮除，3 期病变需要更广泛的
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整块全切除术，以确保切除所有受累的软组织，降低

复发率，Lucas 等［29］对 75 例 OB 的分析和 Versteeg
等［10］对 73 例 OB 分析发现病灶内切除术后总复发率

为 18%~19%，广泛切除术后复发率为 20% 。由于

OB 继发 ABCs 的高度血管性质和完整切除的重要程

度，术前接受了栓塞治疗，再进行肿瘤切除和脊柱内

固定，这样显著减少了术中出血量，提供了清晰的术

中视野，有助于完整的手术切除。同时，随着显微镜

技术在脊柱外科的应用，也为脊柱外科医生能完整切

除肿瘤，减少硬脊膜破裂损伤、神经副损伤提供了可

能。

近些年来，随着计算机导航技术和手术机器人在

脊柱外科的普及，运用术中三维实时导航系统辅助置

钉可提高椎弓根螺钉置入的精确率，降低手术风险，

减少手术时间［30］，因此，对精确定位和引导肿瘤完

整切除非常有用。CT 引导下的射频消融被认为是治

疗 OB 的金标准［31］。目前在临床上应用消融技术包

括经皮射频热消融、激光热消融、冷冻消融。经皮射

频热消融技术是利用穿刺针经皮穿刺放置在病灶中

心，产热引起肿瘤蛋白质变形、凝固性坏死。但同时

也有一定的局限性，当肿瘤与神经非常接近时，必须

考虑热细胞毒性对脊髓和神经根的危害［32］。与这一

机制相反，冷冻消融以快速冷却为机制，造成渗透导

致肿瘤细胞脱水和死亡，同时还可以实时可视化冰球

延伸，多根冷冻探针产生协同效应，消融肿瘤［31］。

磁共振成像引导下聚焦超声术是一种无针消融技术，

以超声束的形式集中在病灶部位消融［33］。不需要切

口，也没有辐射暴露，更有利于儿童和青少年的治

疗，该技术的局限性是无法进行活检，只能治疗浅表

病变，并且需要有足够的声学窗口。但是，这并不影

响 MRgFUS 成为治疗 OB 的一种有效的替代治疗选

择。

目前，单侧双通道脊柱内镜技术（unilateral bi⁃
portal endoscopic, UBE）逐渐在脊柱外科兴起，与传

统手术相比，UBE 具有切口小、软组织损伤小、术

后疼痛轻、恢复快等优点，但是微创技术还需要脊柱

外科医生不断探索、创新，尤其是在脊柱肿瘤方面。

目前，外科手术治疗中应用机器人系统也越来越普

遍，机器人系统手术中所独有的特点，如稳定性和精

确性深受医生和患者的共同认可［34］。

2.4.2 辅助治疗

脊柱 OB 继发 ABCs 是否需要放、化疗是专家们

争论不休的问题。有学者认为，放疗实际上可能与晚

期肉瘤样改变有关，并且它是一种潜在的无效的治疗

方法［8］。也有学者认为对于不能手术整块切除的 En⁃
neking 3 期 OB，可在病灶内切除后辅助治疗，对于

不可切除的病灶或复发病例，可联合或单独使用放疗

和化疗［35］。关于化疗，有报道使用多柔比星、顺铂

和甲氨蝶呤治疗已被证实可获得长达 33 个月的无进

展、无复发的病例［36］。蟾蜍素是由蟾蜍耳腺和皮肤

腺的干燥分泌物制成的中药，有研究表明，内质网应

激有助于蟾蜍灵诱导成 OB 细胞凋亡，可能作为一种

新的抗骨母细胞瘤剂进行研究［37］。最新研究表明，

地诺塞麦（Denosumab）是一种人单克隆抗体，以高

亲和力和特异性靶向结合核因子 k-B 受体活化因子

配体 （receptor activator of nuclear factor kappa- B li⁃
gand, RANKL），竞争性抑制 RANKL 与核因子 k-B 受

体活化因子（receptor activator of nuclear factor kappa-
B, RANK）结合，导致破骨细胞的形成、活性和存活

减少，引起肿瘤减小和病变内骨化增加［38］。ABCs 内
多核巨细胞上 RANKL 的表达提示，抑制 RANKL 可

能会降低破骨细胞活性，从而控制疾病进展［39］。短

期的 Denosumab 治疗使肿瘤减小、骨化，有助于手

术切除，对于可切除的 OB 继发 ABCs，手术切除仍

然是最好的治疗方法，而对于不可切除的，Denosum⁃
ab 的副作用明显少于其他化疗和放疗，可能是一种

新的治疗方法［40］。

3 小 结

综上所述，腰椎 OB 继发 ABCs 在人群中罕见，

其诊断和治疗往往具有挑战性。手术切除仍然是目前

最重要的治疗手段，但综合治疗的重要性与日俱增，

为了准确的手术评估，应结合多模式影像学表现。手

术入路应根据肿瘤浸润的位置、范围和大小来决定，

尽可能切除以降低复发率。在不适合完全手术切除的

情况下，可以酌情进行辅助治疗。早发现、早治疗可

获得满意的临床结果，提高生存率。微创技术的进步

正在颠覆传统的治疗方式，并可能成为未来的主流治

疗方法。
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