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Capillary hemangioma of the testis. A case report
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Abstract

This paper presents the case of a very rare capillary hemangioma of the testis in a 23-year-
old patient. Physical examination revealed a tumor located in the upper pole of the left
testis, which was suspected of being malignant due to its significantly increased density
and irregular contours. Blood levels of the following tumor markers were determined:
alpha-fetoprotein, human chorionic gonadotropin and lactate dehydrogenase. No abnor-
malities were found in any of these tests. A gray-scale ultrasound scan of the scrotum
revealed a lesion located in the upper pole of the left testis, 24 mm in diameter with
slightly decreased echogenicity and irregular contours, which suggested infiltration of
the tunica albuginea of the testis. Color and power Doppler scans demonstrated a dense
network of blood vessels and increased blood flow in the lesion described. In addition,
3D ultrasound scan images were obtained, which allowed for a thorough determination
of the topography of the lesion. No abnormalities were found in the patient’s medical
history, physical examination or ultrasound scan of the right testis. Taking into account
the suspected malignancy with signs of infiltration of the tunica albuginea of the upper
pole of the testis a decision was made to remove the left testis together with the spermatic
cord using the inguinal approach. A histopathological examination of the whole speci-
men revealed a multifocal capillary hemangioma of the testis, signs of testicular fibrosis
and significant atrophy of the spermatogenic epithelium of the seminiferous tubules.
Immunohistochemistry: CD31 (+), CD34 (+), FVIII (-), vimentin (+), CK MNF116 (—),
mesothelial cells (=), calretinin (=), MIB-1 = 8.4%. The tumor described is one of the few
benign lesions originating from the tissues of the testis for which partial resection of the
organ may be considered. Intraoperative histopathological examination and resection of
the lesion with the preservation of a healthy tissue margin may be considered in patients
with a single testis in whom the tumor is found to have a very rich vascular network and
the levels of tumor markers are normal.
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Streszczenie

W niniejszej pracy przedstawiono przypadek bardzo rzadko wystepujacego naczyniaka
krwiono$nego wlosniczkowego jadra u 23-letniego pacjenta. Guz zlokalizowany w bada-
niu fizykalnym w gérnym biegunie jadra lewego ze wzgledu na znacznie wzmozong spo-
isto$¢ i nieregularne obrysy budzit podejrzenie nowotworu ztosliwego. Oznaczono steze-
nia markeréw nowotworowych we krwi: alfa-fetoproteiny, gonadotropiny kosméwkowej
oraz dehydrogenazy mleczanowej, nie stwierdzajac odchylen od normy w zadnym z tych
badan. W badaniu ultrasonograficznym moszny wykonanym w skali szaro$ci w gérnym
biegunie jadra lewego zaobserwowano ognisko o $rednicy 24 mm o nieznacznie obnizonej
echogenicznosci i nieregularnych obrysach, sugerujacych naciekanie btony biatawej jadra.
W opcji dopplera kolorowego i dopplera mocy stwierdzono gesta sie¢ naczyn krwiono-
$nych oraz wzmozone przeptywy krwi w opisywanej zmianie. Dokonano rowniez akwizycji
obrazéw w ultrasonograficznym badaniu tréjwymiarowym, ktére pozwolito na poznanie
doktadnej topografii ogniska. W badaniu podmiotowym, przedmiotowym oraz ultrasono-
graficznej ocenie jadra prawego nie stwierdzono nieprawidtowosci. Biorac pod uwage
podejrzenie nowotworu ztosliwego, o cechach naciekania btony biatawej gérnego bieguna
jadra, pacjenta zakwalifikowano do usuniecia jadra lewego wraz z powrédzkiem nasien-
nym z dostepu przez kanat pachwinowy. W badaniu histopatologicznym calego preparatu
stwierdzono wieloogniskowego naczyniaka krwiono$nego wlosniczkowego jadra, cechy
wléknienia jadra oraz znacznego stopnia atrofie nabtonka plemnikotwoérczego kanalikow
nasiennych. Immunohistochemicznie: CD31 (+), CD34 (+), FVIII (—), wimentyna (+),
CK MNF116 (—-), komoérki mezotelialne (—), kalretynina (=), MIB-1 = 8,4%. Opisywany
nowotwor jest jedng z nielicznych niezlosliwych zmian wywodzacych sie z tkanek jadra,
w przypadku ktérych mozna rozwazaé resekcje czeSciowa narzadu. U pacjentéw z jadrem
jedynym, u ktérych stwierdza sie guz o bardzo bogatej sieci naczyn, przy prawidlowych
stezeniach markeréw nowotworowych mozna rozwazaé srédoperacyjne badanie histopa-

M tologiczne i resekcje zmiany z zachowaniem marginesu zdrowych tkanek.

Case report

A 23-year-old man reported to a urologist due to a tumor of the
left testis. Two months earlier he had noticed that the upper
part of the testicle was characterized by increased density and
irregular contours. The patient denied trauma to the scrotum;
in addition, no symptoms which could suggest inflammation
of the epididymis or the left testis were found. The man only
reported a slight discomfort in this area.

Physical examination revealed a hard tumor not painful on
palpation, 2 cm in diameter, with uneven contours, located
in the upper pole of the left testis. No abnormalities were
observed in the spermatic cords or the right epididymis and
testis. Blood lactate dehydrogenase (LDH), alpha-fetopro-
tein (AFP) and human chorionic gonadotropin (beta-hCG)
assays were recommended. No abnormalities were demon-
strated in any of these tests.

An ultrasound scan of the scrotum was performed. An oval
lesion 24 mm in diameter with slightly decreased echogeni-
city was visualized in the upper pole of the left testis (Fig. 1).
No calcifications, fibrosis or foci of necrotic tissue were fo-
und in the area of the lesion. The left testis was surrounded
by approximately 2 ml of clear fluid. The lesion seemed to
infiltrate and cross the tunica albuginea next to the head of
the epididymis (Fig. 2).

The tumor was characterized by very rich vasculature and
very distinct blood flow in color and power Doppler scans (Fig.
3 and 4). The arrangement of the vessels resembled that of a
normal vasculature pattern of the testicular parenchyma. 3D

Opis przypadku

Dwudziestotrzyletni pacjent zglosit si¢ do urologa z powo-
du guza jadra lewego. Dwa miesigce wcze$niej zauwazyl, ze
gbrna cze$¢ jadra charakteryzuje sie wzmozong spoisto$cig
i nieregularnymi obrysami. Chory negowat uraz moszny, nie
stwierdzono takze objawéw mogacych sugerowaé stan za-
palny najadrza lub jadra lewego. M¢zczyzna zgtaszal jedynie
nieznaczny dyskomfort w tej okolicy.

W badaniu fizykalnym stwierdzono twardy, niebolesny podczas
palpacji guz o $rednicy okolo 2 cm, o nieréwnych obrysach,
zwigzany z gérnym biegunem jadra lewego. Nie wystepowaly
nieprawidlowos$ci w obrebie powr6zkéw nasiennych oraz na-
jadrza i jadra prawego. Zalecono wykonanie oznaczen stezen
dehydrogenazy mleczanowej (lactate dehydrogenase, LDH),
alfa-fetoproteiny (AFP) oraz gonadotropiny kosméwkowej
(human chorionic gonadotropin, beta-hCG) we krwi. Nie wy-
kazano odchylerr od normy w zadnym z tych badan.

Wykonano badanie ultrasonograficzne moszny. W gérnym bie-
gunie jadra lewego zobrazowano owalne ognisko o nieznacznie
obnizonej echogenicznosci (ryc. 1), o $rednicy 24 mm. W obre-
bie opisywanej zmiany nie stwierdzono zwapnien, zwléknien
lub ognisk tkanek martwiczych. Jadro lewe otoczone bylto okoto
2 ml przejrzystego ptynu. W sasiedztwie glowy najadrza zmiana
wydawala si¢ nacieka¢ i przekraczaé ostonke biatawa (ryc. 2).

Guz charakteryzowal si¢ bardzo bogatym unaczynieniem
oraz bardzo wyraznymi przeplywami krwi w opcji koloro-
wego dopplera i dopplera mocy (ryc. 3 i 4). Uktad naczyn
przypominal prawidlowy wzér unaczynienia tkanki miazszo-
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Fig. 1. Ultrasound scan. 12 MHz linear probe. Left testis. A lesion
with a slightly decreased echogenicity is visible in its upper pole

Ryc. 1. Badanie ultrasonograficzne. Sonda linearna o czgstotliwo-
Sci 12 MHz. Jgdro lewe. W jego gérnym biegunie widoczne ognisko
o nieznacznie obnizonej echogenicznosci

ultrasound images were obtained using the free-hand techni-
que and color Doppler option (Fig. 5) and a three-dimensional
reconstruction of the suspected lesion vasculature was perfor-
med (Fig. 6). No other abnormalities were found in the ultra-
sound scan of the scrotum.

A decision was made to remove the left testis. A left inguinal
incision was made to reach the spermatic cord and isolate the
left testis together with the tunica vaginalis from the scrotum.
The testis could be freely moved inside the tunica vaginalis. Ma-
croscopically the upper pole of the testis was notable for its blu-
ish color; it was hard on palpation with uneven surface focally
(Fig. 7). Due to the suspected malignant tumor originating from
the upper pole of the testis the organ was removed together with
a portion of the spermatic cord.

The post-operative period passed without complications. The
patient was discharged in a good general condition on the
third day after the procedure. No abnormalities in wound he-
aling were observed during a follow-up visit.

The following was found in a histopathological examination:
“Macroscopically: a testis of 5 X 2 X 2 cm with an epididy-
mis of 3 X 1 X 1 cm together with a portion of the spermatic
cord 5 cm in length. Two nodules 0.3 cm in diameter are pre-
sent on the outer surface. A cross-section of the testis reveals
a grayish tumor of 1.2 X 1 X 1.5 cm. The tumor extends as far
as the outer surface of the testis”.

Full pathomorphological diagnosis: Haemangioma capillare mul-
tifocale testis. Fibrosis testis et atrophia epithelii spermatogenici tu-
bulorum seminiferorum maioris gradus. Immunohistochemistry:
CK MNF116 (=), FVIII (-), CD31 (+), CD34 (+), vimentin (+),
mesothelial cells (—), calretinin (=), MIB-1 = 8.4% (Fig. 8).

Fig. 2. Ultrasound scan. 12 MHz linear probe. Irregular contours
of the upper pole of the left testis which suggest infiltration of the
tunica albuginea

Ryc. 2. Badanie ultrasonograficzne. Sonda linearna o czgstotliwo-
Sci 12 MHz. Nieregularne obrysy gérnego bieguna jqdra lewego su-
gerujqce naciekanie btony bialawej

wej jadra. Przeprowadzono akwizycje obrazéw ultrasonogra-
ficznych dla potrzeb USG 3D z wolnej reki z wlaczong opcja
kolorowego dopplera (ryc. 5) oraz wykonano rekonstrukcje
tréjwymiarowa unaczynienia ogniska podejrzanego (ryc. 6).
Nie stwierdzono innych nieprawidtowosci w badaniu ultra-
sonograficznym moszny.

Chorego zakwalifikowano do usuniecia jadra lewego. Z cie-
cia pachwinowego po stronie lewej dotarto do powrézka na-
siennego i wyizolowano jadro lewe z moszny wraz z oston-
kami pochwowymi. Jadro mozna bylo swobodnie przemiesz-
cza¢ wewnatrz ostonki pochwowej. Makroskopowo jego gér-
ny biegun wyréznial sie sing barwa, w badaniu palpacyjnym
byl twardy, ogniskowo o nieré6wnej powierzchni (ryc. 7). Ze
wzgledu na podejrzenie nowotworu zlosliwego wywodzace-
go si¢ z gérnego bieguna jadro usunig¢to wraz z fragmentem
powrdzka nasiennego.

Okres pooperacyjny przebiegal bez powiktan. Pacjenta wypi-
sano do domu w stanie ogdlnym dobrym w trzeciej dobie po
zabiegu. Nie stwierdzono nieprawidlowo$ci w gojeniu rany
podczas wizyty kontrolne;j.

W badaniu histopatologicznym stwierdzono: ,makroskopo-
wo jadro o wymiarach 5 X 2 X 2 c¢m z najadrzem o wymia-
rach 3 X 1 x 1 cm wraz z fragmentem powrdzka nasiennego
o dlugosci 5 cm. Na powierzchni zewnetrznej obecne 2 guzki
o $rednicy do 0,3 cm. Na przekroju w jadrze obecny szara-
wy guz o wymiarach 1,2 X 1 X 1,5 ecm. Guz dochodzi do po-
wierzchni zewnetrznej jadra”.

W pelnym rozpoznaniu patomorfologicznym: Haemangioma
capillare multifocale testis. Fibrosis testis et atrophia epithe-
lii spermatogenici tubulorum seminiferorum maioris gradus.

J Ultrason 2016; 16: 87-93
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Discussion

Hemangiomas are exceptionally rarely located in the testes. To
date only 55 similar cases of this tumor have been reported,
with only one series of cases involving 8 tumors!—.

Four histopathological types of testicular hemangiomas have
been distinguished: cavernous, histiocytoid, capillary and pa-
pillary endothelial hyperplasia®.

Capillary hemangioma of the testis is an exceptionally rare
neoplasm in adults®.

Due to the difficulties in differentiating between hemangiomas
and malignant neoplasms of the testes on the basis of preoperati-
ve imaging scans the majority of patients undergo testis resection
through the inguinal canal. The levels of routinely assayed tumor
markers — AFP, beta-hCG and LDH are elevated only in one in
two patients with a malignant neoplasm of the testis, while pla-
cental alkaline phosphatase (an optional marker) assay, which is
used to monitor patients with a pure seminoma, is not recom-
mended in smokers®. If a malignant neoplasm of the testis is
suspected, the standard course of action involves surgical explo-
ration of the inguinal canal, isolation of the testis together with
the tunica from the scrotum and cutting off the spermatic cord
at the level of the internal inguinal ring. If there are doubts as to
the malignancy of the tumor, an intraoperative histopathological
examination of a sample collected from the lesion, or, even better,
of the whole lesion removed together with a margin of healthy
testicular parenchyma may be performed“®. The guidelines of
the European Association of Urology do not recommend testis-
-sparing resection if the other testis is normal, except for special
circumstances. Partial resection of the testis whilst ensuring on-
cological clearance may be performed if the volume of the lesion

Immunohistochemicznie: CK MNF116 (=), FVIII (-), CD31
(+), CD34 (+), wimentyna (+), komérki mezotelialne (—),
kalretynina (—), MIB-1 = 8,4% (ryc. 8).

Omoéwienie

Naczyniaki wyjatkowo rzadko zlokalizowane sa w jadrach. Jak
dotad opisano jedynie 55 podobnych przypadkéw tego nowotwo-
ru, z tylko jedna serig przypadkéw przedstawiajacag 8 guzow!=.

Wyrézniono cztery histopatologiczne typy naczyniakéw ja-
der: cavernous, histiocytoid, capillary oraz papillary endothe-
lial hyperplasia®.

Naczyniak krwiono$ny wlosniczkowy jadra jest wyjatkowo
rzadko wystepujacym nowotworem u dorostych®.

Ze wzgledu na trudno$ci w réznicowaniu naczyniakéw i zlo-
$liwych nowotworéw jader na podstawie przedoperacyjnych
badan obrazowych wigkszo$¢ chorych kwalifikowana jest do
usuniecia jadra przez kanat pachwinowy. Stezenie rutynowo
oznaczanych markeréw nowotworowych — AFP, beta-hCG
oraz LDH - jest podwyzszone jedynie u co drugiego pacjenta
z nowotworem zlo§liwym jadra, natomiast oznaczanie lozy-
skowej fosfatazy alkalicznej (opcjonalnego markera), stuzace
do monitorowania pacjentéw z czystym nasieniakiem, nie jest
zalecane u palaczy®. W przypadku podejrzenia nowotworu
zlodliwego jadra standardowe postepowanie polega na opera-
cyjnej eksploracji kanatu pachwinowego, wyizolowaniu jadra
wraz z ostonkami z moszny i odcieciu powrézka nasiennego
na wysokosci pierscienia pachwinowego wewnetrznego. Je-
§li istniejg watpliwosci co do ztosliwosci nowotworu, mozna
wykonaé $rédoperacyjne badanie histopatologiczne wycinka

Fig. 3. Ultrasound scan with color Doppler imaging. The vasculatu-
re of the upper pole of the left testis is distinctly larger than that of
the remaining testicular tissue

Ryc. 3. Badanie ultrasonograficzne z opcjq kolorowego dopplera.
Unaczynienie gérnego bieguna jqdra lewego jest wyraZnie wigksze
od pozostalej tkanki jqdra

Fig. 4. Ultrasound scan with power Doppler imaging. The examina-
tion confirms a significantly larger blood flow in the upper pole of
the testis in the area of the previously found lesion

Ryc. 4. Badanie ultrasonograficzne z opcjq dopplera mocy. Badanie
potwierdza znacznie wigkszy przeptyw krwiw gérnym biegunie jqdra
w obrebie wezesniej stwierdzonego ogniska
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Fig. 5. 3D ultrasound scan. Three-dimensional reconstruction of
the left testis using color Doppler imaging

Ryc. 5. Badanie USG 3D. Rekonstrukcja tréjwymiarowa jgdra lewe-
go w opcji kolorowego dopplera

is smaller than 30% of the volume of the testis, metachronous
or synchronous lesions occur in the contralateral testis, the testis
operated on is the only one the patient has and the preoperative
level of testosterone is normal. However, one needs to be pre-
pared for the coexistence of testicular intraepithelial neoplasia
(TIN) in as many 82% patients®.

In an ultrasound scan malignant neoplasms of the testes usual-
ly take the form of focal, hypoechogenic lesions, although they
may be characterized by a significant diversity. In the case of
malignant lesions a significant part of the non-infiltrated testi-
cular parenchyma has a preserved echogenicity and structure.
In inflammation or post-traumatic conditions normal structure
and echogenicity of the testis may sometimes be barely obse-
rved. Even if there is limited inflammation or focal hematoma,
in the acute phase the remaining part of the testis usually has
signs of edema. Malignant lesions may obscure the contours of
the testes, while benign lesions may cause the testes to be enlar-
ged, although without irregularities in the outer contours. The
accompanying inflammation reaction and signs of epididymis
edema usually indicate an inflammatory origin of testicular le-
sions®?.

Reports on the use of magnetic resonance imaging in the dia-
gnosis of capillary hemangiomas of the testes are rare. In the
available descriptions T1- and T2-weighted imaging and the
use of a contrast agent did not allow to determine whether
the lesions were benign or malignant®?.

In the present case physical examination and ultrasound as-
sessment of the scrotum indicated a malignant neoplasm.
Since the other testicle of the patient was not abnormal, a
decision was made to remove the left testicle via the inguinal
approach. One should bear in mind, however, that in selected
patients with a small tumor of the only testis partial resection
of the organ should be considered, especially if a Doppler

Fig. 6. 3D ultrasound scan. Three-dimensional reconstruction of
the vasculature of the suspicious lesion located in the upper pole of

the left testis allows for the determination of its precise topography
Ryc. 6. Badanie USG 3D. Rekonstrukcja tréjwymiarowa unaczy-
nienia podejrzanego ogniska polozonego w gérnym biegunie jqdra
lewego pozwala na poznanie jego dokladnej topografii

pobranego ze zmiany lub najlepiej catego ogniska usunietego
wraz z marginesem zdrowego miazszu jadra®®. Wytyczne Eu-
ropejskiego Towarzystwa Urologicznego nie zalecaja wykony-
wania resekcji oszczedzajacej jadro wtedy, gdy drugie jadro
jest prawidlowe, poza szczegbélnymi sytuacjami. CzeSciowa
resekcja jadra, z zachowaniem zasad czysto$ci onkologicznej,
moze by¢ wykonywana, jezeli objeto$¢ zmiany jest mniejsza
niz 30% objetosci jadra, w jadrze przeciwleglym wystepuja
ogniska metachroniczne lub synchroniczne, jadro operowane
to jadro jedyne, a przedoperacyjne stezenie testosteronu jest
prawidlowe. Nalezy sie jednak liczy¢ ze wspélistnieniem no-
wotworzenia Srédnablonkowego (testicular intraepithelial neo-
plasia, TIN), nawet u 82% pacjentéw®.

Nowotwory zlosliwe jagder w badaniu ultrasonograficznym
zazwyczaj majg postaé¢ zmian ogniskowych, hipoechogenicz-
nych, chociaz moga charakteryzowaé si¢ znaczng réznorod-
no$cia. W przypadku zmian zlosliwych znaczna cze$é niena-
cieczonej tkanki jadra zachowuje prawidtowg echogeniczno$é
i strukture. W przypadku stanéw zapalnych czy pourazowych
nierzadko trudno dopatrzy¢ sie prawidlowej struktury i echo-
genicznosci jadra. Nawet jesli wystepuje ograniczone zapale-
nie lub zogniskowany krwiak, pozostata cze$¢ jadra w ostrym
stadium ma zazwyczaj cechy obrzeku. Zmiany zlosliwe moga
zaburzaé obrysy jader, podczas gdy zmiany fagodne moga
powodowaé ich powiekszanie, jednak bez nieregularnosci
w zewnetrznych obrysach. Towarzyszacy odczyn zapalny oraz
cechy obrzeku najadrza najczesciej przemawiaja za zapalnym
podlozem zmian w jadrze©?.

Doniesienia na temat zastosowania obrazowania rezonan-
su magnetycznego w diagnostyce naczyniakéw kapilarnych
jader sa sporadyczne. W dostepnych opisach obrazowanie
T1- i T2-zalezne oraz zastosowanie $rodka kontrastujacego
nie pozwolily rozstrzygnaé, czy zmiany mialy charakter ta-
godny czy zlosliwy®?.

J Ultrason 2016; 16: 87-93
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Fig. 7. Intraoperative image of the upper pole of the testis with an
enhanced vascular pattern and bluish color. Two lesions resembling
testicular appendages were found in the place where infiltration of
the tunica albuginea had been suspected.

Ryec. 7. Sro’dopemcyj;'zie gorny biegun jgdra o wzmozonym rysunku
naczyniowym i sinym zabarwieniu. W miejscu, w ktérym podejrze-
wano naciekanie btony biatawej, widoczne sq dwie zmiany przypo-
minajqce przyczepki jgdra

ultrasound scan suggests hemangioma proliferation. In do-
ubtful cases an intraoperative histopathological examination
is recommended?.
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Fig. 8. Capillary hemangioma of the testis: A. benign tumor com-
posed of a proliferation of capillary-size vessels in the testis paren-
chyma (hematoxylin and eosin, original magnification X 10); B.
numerous capillary-size vessels lined by endothelial cells without
anaplastic features (hematoxylin and eosin, original magnification
% 40); C. Endothelial cells showing prominent immunostaining for
CD31 (original magnification X 10); D. Endothelial cells showing
prominent immunostaining for CD34 (original magnification X 20)
Ryc. 8. Naczyniak krwionosny wlosniczkowy jqdra (haemangioma
capillare testis): A. lagodny guz zbudowany z naczyi krwionosnych
typu wlosniczkowego rozrastajgcych sie w miqzszu jgdra (H+E,
powigkszenie obiektywu % 10); B. liczne naczynia krwionosne typu
wlosniczkowego zbudowane z komdrek srédblonka bez cech atypii
(H+E, powigkszenie obiektywu x 40), C. dodatni odczyn immuno-
histochemiczny na CD31 w komdrkach srédblonka (powigkszenie
obiektywu x 10); D. dodatni odczyn immunohistochemiczny na
CD34 w komdrkach srédbtonka (powigkszenie obiektywu x 20)

W opisywanym przypadku badanie fizykalne oraz ocena ultraso-
nograficzna moszny przemawialy za podejrzeniem nowotworu
zloSliwego. Poniewaz drugie jadro chorego nie odbiegato od nor-
my, podjeto decyzje o usunieciu jadra lewego z dostepu pachwino-
wego. Nalezy jednak pamietaé, ze u wybranych pacjentéw z nie-
wielkim guzem jadra jedynego warto rozwazac resekcje czescio-
wa narzadu, szczegllnie wtedy, gdy badanie ultrasonograficzne
w opcji dopplerowskiej sugeruje rozrost naczyniakowy. W przy-
padkach watpliwych wskazane jest wykonanie $rédoperacyjnego
badania histopatologicznego!?.
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