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　　　　　　　　　緒　　言

　外陰や骨盤の 軟部組織 に で きる粘液腫様 の腫瘍

は珍 し く，その 診断治療に苦慮す る こ とが多い ，

最近 ， 私た ち は ゼ ラ チ ン 様 の 割面 と組織学的 に は

粘液腫様 の 成分 と血 管成分 に富 ん だ腫瘍で ，Stee・

per，
　T ．A ．　and 　Rosai

，
　J．夏o｝に よ り1983年提唱 され

た Aggressive　angiomyxoma と思わ れ る 1 例 を

経験 した の で 報告す る ，

　　　　　　　　　症 　　例

　19歳女 性 ， 0妊 0 産 ， 家族歴 ， 既往歴 に特記事

項 は なか つ た ．月経歴は 初経 12歳，28日型，持続

4 〜 5 日で 特記事項 は なか っ た，

　現病歴 は 昭和 60年 5月頃 よ り左外陰 の 腫瘤に 気

づ い た が
， 産婦人科受診 の 恥ず か し さ の た め 放置

し て い た ． 1年 の 経過で 腫瘤が増大 し て きたた め

昭和 61年 5 月 9 日外陰腫瘤を主訴 とし て 当科を 受

診 し た ．

　初診時所見 と して は 左外陰部よ り突出 した超手

拳大の 腫瘤を認め た．全体に棍棒状で表皮に 覆わ

れ て い るが先端部に は 表皮 がな く一部 び らん 状 と

な り，膿苔が付着 し て い た ．
一

見悪性腫 瘍の よ う

に 見 え た ．触診で は 弾性軟，大陰唇 へ の 浸潤程度

と，大陰唇 との 境界は 不 鮮明で あ つ た ．直腸診上 ，

腟壁，骨盤腔 へ の 浸潤 は 認め られ なか つ た ，

　昭和 61年 5 月21日 ， 全身麻酔下 に ，腫瘤 の 摘出

を行 つ た ．表皮切開後 ， 脂肪組織内で 腫瘍 の 境界

を捜したが
， 被膜は 認め られ ず， まわ りの 脂肪組

織 を多 く含め る よ うに し て 腫瘤 の 摘出を行 つ た．

　　　　　　　　　病理所見

　く肉眼所見〉

　摘出 し た 標本 は 201g
，

11× 7× 6cm の 棍棒状 の

腫瘍で ，割面 は まつ た く充実性で e ラ チ ソ 状，黄

灰色半透 明で
一部被膜 に覆わ れ て い た ．部分的に

うつ 血 や 出血 斑が 認め られた ．先端部は 表皮 が な

い もの の うす い 被膜に 覆わ れ て 分葉状に な つ て い

た （図 1 ，
2 ）．

　〈顕微鏡所見〉

　肉眼所見で もわ か る よ うに腫瘍 の 表 面は
一

部扁

平上皮 で 覆わ れて い た ．上 皮下 の 腫瘍実質は，細

胞成分に 乏 しく ， 繊維性組織が散在 し ， また大小

多数の 血 管が増生 し て い た ．血 管 に は レ ース 様 ，

血 管吻合，樹枝状の 形態の い ずれ も認め られ な か

つ た （図 3 ）．

　腫蕩細胞は 紡錘状，時 に星状で ， 1 〜数個 の 細

い 細胞質の 突起を持つ て い た，腫瘍細 胞 は か な り

疎に 分布 し て お り，その 間に は 波状 の 繊維束が比

較的規則正 し く
一部 で は か な り密 に 配 列 し て い

た ．細胞核は 小型 で ク ロ マ チ ン は不 明瞭で あ り，
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図 1　 手術時外観

図 2　摘出標本 の 割面　セ ラ ヲ ／ 状 を呈 す る

図 3　組織所 見，弱 拡 大 像　大 小 の 血 管 が増 生 し て い

　る　 左 下 方 に 正 常扁 平上 皮 を認 め る　 （HE 染 色，

　× 27）．

日産婦 誌40巻 12号

図 4　組織所見，中拡大像．主 とし て 紡錘状 の 腫蕩細

　胞 か 散存性 に 認 め られ る （HE 染色，× 5の

図 5　組織所 見，強拡大像　腫瘍細胞 の 核 と ク ロ マ チ

　 ノ ば 比 較的不 明暸て，細胞質 は 乏 し い． リ ノ ハ球 や

　肥胖細胞 が散在 性 に 認 め ら れ る （HE 染色，　x200 ）

時 に核小体が認め られた．細胞質は エ オ ソ ノ 好性

て 比較 的少な く， 1 〜数個 の 空胞を認 め る こ と も

あつ た ．腫瘍の 間質は ア ル ノ ア ソ ブ ル ー弱陽性の ，

粘液様物質て 満た されて お り，光顕的に は ほ とん

ど無構造て あ つ た （図 4 ， 5）．

　一部 の腫瘍細胞 に は
， 軽 い 核異型が 見 られた．

また赤血球 の 血管外漏出像や，肥 胖細胞 もしば し

ば認め られ，血管周囲 の 間質 に は リ ソ パ 球 の 侵潤

も見 られた．核分裂像は 認め ず，LipobLastも明 ら

か て は な か つ た ．

　　　　　　　　　手術後経 過

　当初病理 診 断が Llposarcoma で あつ た の て 術

後 化 学 療 法 を 行 つ た ，化 学 療 法 は CYVADIC

（Cyclophoshamlde，　 Vmcrlstme，　 Adrlamycln，
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Dacarbazine ）
6＞の 組 舎 せ に よ る Combination

chemotherapy を 行つ た ．創部 の 治 癒 は 良好 で あ

つ たが，初回 の 手術で腫瘍が完全摘 出 と の 確信が

得られ な か つ た．その た め ，昭和61年 7 月 2 日，

創部お よ び周囲の 脂肪組織を含め て 再 切除を行つ

た ．切除標本 に は 明瞭な腫瘍 は 残存せ ず，組織学

的に も腫瘍細胞 の 残存は 認め られな か つ た．

　 組織標本を東北大学に 送 り組織 の 確認を行 つ た

と こ ろ，Aggressive　angiomyxoma と の 返事を も

ら い
， 以後 の 化学療法をやめ ，Follow　up の み に

し た ．現在 2 年を経 て い る が，再発は CT 上 も認

め て い ない ．

　　　　　　　　　考　　察

　 Steeper，　T ．A ．　and 　Rosai，　 J．io ）は 1983年 9 例の

女性，その 後 Begin，
　 L．R．　et　aLl）は 7例 の 女性 と

2 例の 男性，Hilgers，　 R ．D ．　et　al ．7｝は 1例 の 女性，

Motteran
，
　 F．　et 　aL9 ）は 1 例の 女性の Aggressive

angiomyxoma の 症例を報告し て い る．年齢は 女

性18例 で は 21歳か ら63歳 ま で
， 平 均 34歳 と 比較的

若 い ほ うに 多い ．腫瘍の 大 きさは 3× 2 × 1cm か ら

60x20cm ま で で 巨大 な も の もある．18例 中11例

の 再発お よ び 1例は 不 完全摘出の た め 再切除を し

た と報告 され て い る．こ の 再発は 局所再発で あ り，

多 くは 完全切除に な つ て い な い た め と言わ れ て い

る． しか し遠 隔転移 とか ， 悪性経過 を辿 り死 へ の

転帰 を取 る こ と は な い よ う で あ る ．Aggressive

angiomyxolna 全体 で 24例の 報告
9）
を見 るが 4 例

は文献が明 らか で な い ． しか し い ず れも遠隔転移

は な い ．ま た Lipoblast な ど の 悪性細 胞 や ， 核分裂

像 もほ とん どな い こ とか ら， 性状は 良性 の 腫瘍 と

い う こ とに な る．しか し再発は か な り多 い よ うで ，

24例中16例 で再発を起 こ して い る．他 の 8 例は 追

跡期 間が 不足 し て い る も の や，記載の な い もの で

ある． こ の 再 発16例 の うち ， 6例は 局所再発を明

確に 記載 し て い るが
， 他 の 10例 は 単に 再発 との み

記載 し て い る か ， 文献の 明 ら か で な い もの で あ る．

し か し他の 例 か ら考えて こ れ ら も局所再発で あ ろ

うと推定 され た ． こ の 局所再発は 初回 手術時の 不

完全摘出の た め と言わ れ て い る． こ の た め 本症例

で は
， 創部お よ び周囲 の 脂肪を含め て 再切除を行

つ た ， こ の こ と は 治療上 か らは 有利で あつ た と思

わ れ る と と もに
， 腫瘍が後腹膜腔 に 発育 し て い な

か つ た の も幸 い した と思わ れ る．腫瘍摘 出後，現

在 ま で 2年を経て い るが CT 上 も特微的 な所見は

な く
4｝

， 再 発を認め て い な い ．しか し14年 を経て再

発 し た 例 もある の で 何年 ま で 経過 を見る か は 決め

に くい と こ ろ で ある，

　腫瘍の 鑑別 と して ， まず発生部位が外陰 とい う

と こ ろ か らパ ル ト リ ソ 腺嚢胞 ，
バ ル ト リ ン 腺膿瘍，

ガ ル トナ ー嚢胞 な ど と診断 され て 初回手術を受 け

て い る例 が 6例 あ り， 3例 は 造袋術が試 み られ て

い る． こ の よ うに簡単 な準備 で 行われた 手術の 場

合 ， 腫瘍の 残存が否定 し きれ な い ．組織学的な鑑

別 診 断 と し て は Myxoma ，　 Myxoid　 lipoma，

Myxoid 　liposarcoma ，
　 Embryonal 　 rhab −

domyosarcoma （Sarcoma 　 botryoides ），

Extracardiac　 rhabdomyoma ，
　 Pseudosar −

comatous 　polypoid 　vaginal 　 tumor，
　 Malignant

fibrous　histiocytoma，　 Fibromatosisが あげ られ

て い る
lo〕．こ れ ら は 血 管量 ，

血 管 の 形態 ， 再発率 ，

移行帯 ，
血 管壁 の 厚 さ，Lipobiastや Rhabdomyob ・

1astな ど幼若細胞，細胞密度，遠隔転移の 有無 ， 発

生部位な ど に よ り鑑別 され る．気管支に 同様 の 外

観 と組織学的特徴 を持 つ た 腫瘍 が報告 され て い

る
11 ）．これは 33歳 の 男性 と26歳の 女性で ，それぞれ

4年後 ， 7 年後に 再発 し て い る．臨床像 ， 組織像

か ら こ れ も Aggressive　angiomyxoma と思わ れ

る が， こ の 報告か ら外陰 ， 気管支 の み に 発生 す る

と の結論 は 早急で ある．なぜ な ら他 の 部位に 発生

し て い て も他 の 病名 と し て 報告 されて い る 可能性

もある か らで ある． こ の 点に 関 し て は こ れ か ら の

報告 を待 ちた い ．Angiomyxoma は 臍帯 2＞3）5）
や 皮

膚
8＞に 報告され て い る が

， 組織学的 に は 類似点 も

あるが
， 同じ か ど うか は わ か らな い ．と く に皮膚

の もの は ， 不 完全摘 出で 再発率 も高い 点 や ， 血管

壁 の 厚さな どか な り類似 し て い る と思わ れ る．

　 1983年 Steeper，　T ．A ．　and 　Rosai，　J，に よ る提唱

以降，本邦に お い て は Aggressive　angiomyxoma

の 報 告例 は な く， 最近 の 外陰腫瘍 の 文献で も類似

し た 疾 患 を 見 つ け る こ と は で きな か つ た．

Aggressive　angiomyxoma の 再発率 の 高 さ と ， 腫

瘤摘出後長時間を経て 再発する こ と が あるた め
，
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本症例 に 対し て も さ ら に FoUow 　up す る 予 定で

ある．

　稿を 終わ るに 臨み，病理 学的 ご 意見を賜 つ た 九 州 大 学 医

学部第 2病理 学教室，遠城寺宗知教授，東北 大学医学 部付
．

属 病 院病 理 部，手塚 文 昭 博 土 に 深 謝 し ま す．な お ，本 論 文

の 要 旨は 第35回 日本 産科 婦 人 科 学 会北 日本 連 合地 方部 会 総

会 （1987） で 発表 した．
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