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　　　　　　　　　緒 　　言

　陰唇癒合症 ある い は癒着症 と は ，左右の 陰唇 が

部分 的ある い は全体的 に癒合 し ， 膣前庭部を覆う

状態 で あ り， 主 に新生児期 か ら乳幼児期 に 認 め ら

れ る外陰部異常で ある．本症 の 報告例 は少な く，

発生 頻度 ， 成因等に 関 し て 不明の 点が多 い が ， 多

くは後天性に 発生 し ， 先天性の もの は きわ め て 稀

と い われて い る ．今圓当科 に お い て 44歳 と33歳の

先天性 と考 え られ る陰唇癒合症 の 2症例に対 し て

手術療法 を行 う機会を得た の で ， この希有な症例

の 臨床経過 を報告す る と と もに 文献 的考察を加え

る ，

　　　　　　　　　症 　　例

　症例 1 ：44歳， 未婚 未妊女性。

　主訴 ：排尿困難 ， 月経期間延 長．

　家族歴 ：母 ， 姉に高 EfiL圧

　既往歴 ：15歳で 虫垂炎 ， 23歳で 副鼻腔炎に て手

術．軽度高血 圧 に て 降圧剤服 用 中．

　月経歴 ：13歳で初経 ， 30日周期 ， 整 ， 以前は 5

日間持続 ， 中等量なる も約 1 年前 よ り少量出血が

1 〜 2 週間持続．

　現病歴 ：小 児期 よ り尿線細小や 軽度の排尿困難

を自覚 して い た． 7 カ 月前 ， 尿閉状 態 とな り， 他

院婦人科お よび泌尿器科を受診 し ， 外陰奇形 と診

断 され，当科 を紹介 され来院 した．平成 4 年 3月

31 日当科初診時 ， 尿閉状態 はやや改善 して い た が ，

月経血 の 排出困難に 伴 う月経期間 の延長 を 自覚 し

て い た ．

　全身所見 ：顔貌，体型 は正常成熟女性で あ り，

そ の ほ か も特記す べ き異常な し．

　局所所見 ：図 1−1に 示 す ように ， 小陰唇 は発育

不 良で
， 色素沈着 の範囲 も狭 く，中央で 完全 に癒

合閉鎖 し て い た．陰核 は正 常大で あ っ た が ， 小陰

唇 に 引 き続 く包皮 の癒合に よ り完全 に 埋 没 し て お

り， 露出不能で あ っ た．癒合部 に は瘢痕 の 形成や

縫線 の 存在 は認め な か っ た ．そ の 後方 に は外科 ゾ

ン デが や っ と挿入 で き る程度 の 小孔 が 認 め られ

た ．肛門は 位置 ・形状 と も に 正 常で あ っ た．

　画像 診 断 ：超音 波 断 層法 お よ び MRI に て 尿

道 ， 膀胱は正 常に 認め られ ， 子 宮お よび腟腔 の存

在 も確認さ れ た ．た だ し外尿道 口 の 位置は 不 明で

あっ た ．また子宮体部後壁 に 直径 6cm の 筋腫様結

節を認 めた．

　手術時所見 ：小陰唇癒合部後方の小孔 よ り挿入

した外科 ゾ ン デ に て 探索 しなが ら ， 前方 は 陰核直

上 ま で後方 は肛 門方 向に 約2cm まで癒 合部 を正

中切開 した と こ ろ， 腟前庭の全貌が露 出 した．外

尿道口 は 正 常の 位置で 腟前庭 に 開口 し
， 処女膜 は

点状 に 開口す る の みで あ っ た．癒着防止 お よび小

陰唇形成の 目的で ， 切開創面 を内反す る形で 縫合 ，

止血 した ．処女膜 に は
・
卜字切開を加 えた ．術後経

過 は順調で 図 1−2の ように 尿道，腟は正常 の 位置

に 開口 した状態 とな っ た．

　症例 2 ：33歳， 未婚未妊女性．
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　　 　　 　　 図 1−1　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　図 1−2

図 1　症例 1 の 外陰部所 見．術前 ， 外陰部小孔 よ り外科ゾ ン デ を 挿入 （図 1−1）．術後

　 1週 間 （図 1−2）．

　 　　 　　 　　 図 2−・1　 　 　 　 　 　 　 　 　 　 　 　 図 2−2

図 2　 症例 2 の 外陰部所 見．術 前 ， 外 陰 部 開 口 部 よ リケ リ
ー

鉗 子 を挿 入 （図 2−1）．術

　中，腟前庭縫縮 前，尿 道 に バ ル ーン カ テーテル 挿入 （図 2−2）．

　主訴 ：不正性器 出血 ．

　家族歴 ：母が乳癌．

　既往歴 ：特記すべ き こ とな し．

　月経歴 ： 14歳で初経 ， 32日周期 ， 3 日間持続 ，

整 ， 少量．

　現病歴 ： 12歳頃よ り外陰部の異常に 気づ い て い

たが ， 月経の 発来が あ っ た た め放置 して い た．2 ，

3年前 よ り月経前後 の 数 日間褐色 の帯下が持続す

るよ うに な っ た た め 他院 を受診 し ， 外陰奇形の 診

断に て 紹介され来院 した ．な お
， 在胎中に 母体が

切迫流産治療 の た め黄体 ホ ル モ ン 剤 を服用 して お

り， また ， 生下時 に外陰の 形 態異常の た め ， 性別
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表 1　 先 天 性陰唇癒合症の 2 例

．年齢

症 例 1 　 　 症 例 2

44歳 　 　 　 　 　 　33歳

主 訴 排尿 困 難 　　 　　 　不 正性 器出血

月経期閼延 長

異常発見 時期　　 　小 児期 生 下 時

外 陰 部 形 態

　 　 陰唇 　　　 発 育不良

　 　 縫 線 　 　 　 な し

　 　 陰核肥大 　 な し

中央 で 癒合

あ り

あ り

内性器

宮

道

子

腔

尿

筋 腫 あ り

異常 な し

異常なし

異常 な し

後方 へ 変位

後方 へ 変位

推定原 因 特 発性形成不全 　 　胎生期 の

　 　 　 　 　 　 高 ア ン ドロ ゲ ン状 態

治療 切 開形成手術　　　切 開形 成手術

の判定が 困難で あ っ た．

　全身所見 ：顔貌 ， 体型 は正 常成熟女性で あ り，

そ の ほか に特記 す べ き異常な し．

　局所所見 ：図 2 −1の よ うに 後陰唇交連が 前方に

偏位 す る形で 小陰唇お よ び大陰唇 の 肛門側 の 2／3

が癒合して お りそ の 中央 に縫線 を認 めた．前方は

約2cm の 開 口部 が認 め られ腟前庭 の 粘膜 が 存在

したが外尿道口 は確認で きな か っ た．陰核 は軽度

の 肥大 を示 し て お り，通常 よ り前方 に 位置 して い

た ．肛門は 正常 の 位置 に 存在 した．

　画 像診 断 ：超 音 波 断層 法 お よ び MRI に て 膀

胱 ， 子 宮は正常 に 認め られ，尿道 お よび腟腔の 存

在 も確認 されたが ， 外尿道口 の位置 は不明で あ っ

た．腎盂造影 で 腎 ， 尿管 ， 膀胱 の 異常 は認 め なか っ

た．

　手術 時所見 ：小陰唇の 開口 部よ り後方に 向け癒

合部 を正 中切開 した と こ ろ ， 図 2−2の よ う に腟 お

よび外尿道 口 は後方に 偏位 し て 開口 し て い た ．腟

前庭 は 前半部 に広 い 粘膜 面 を形成 しそ の 直下に は

恥骨結合を触知 した．切開面 の再癒着 を防止で き

る よ うに創面 を内反す る形で 縫縮 した 後 ， 腟前庭

部前半部分の 広 い 粘膜面 をで きる限 り前後 に縫縮

し ， 外尿道 口 の 位置 を前方に 矯正 した．術後経過

は順調で 排尿障害等は認 め な か っ た ．

　　　　　　　　 考　 察

　陰唇癒合症 は左右の 陰唇が 部分的あ る い は全体

的に癒着した状態で あ り， そ の ほ とん どは後天 性

に発生す る と い われ て い る
1）
．多 くは乳幼児期に ，

時 に は 閉経後 に も み られ
， 原因 と して は 低 エ ス ト

ロ ゲ ン 状態下で 菲薄化 した外陰部 に感染や傷害が

起 きやす く， その治癒過程で癒着が生ず るた め と

考え られ て い る
2｝．こ の 場合に は陰核肥大 を伴 わ

ず ， 癒着の 中央に縫線 を認 め ， そ の癒着線上 に 小

孔 を有す るの が 特徴的 とされ て い る
3 ）。

　 こ れ に対 して ， 先天性 に み られ る もの は発生機

序が異な る と考え られ ，
labioscrotal　 foldsの 癒

合
1）

， urogenital 　membrane の 開匚1不全 3）
な どが そ

の成 因 と考え られて い る． こ れ ら先天性癒合症 は

きわ め て 稀で あ り，
こ れ まで ， 7歳の 1例 4 ｝お よび

生下時 に陰唇癒合 を確認 し得た ／例
5）
に つ い て の

報告 しか 見当た らない ．前者で は小陰唇が後方の

小孔 を残 して 完全に 閉鎖 し て い た が ， 外尿道 口 に

異常は なか っ た と報告され て い る．後者は外陰部

形態に 関する 記述が な され て い な い ．

　自験症例 1 は図 1−1に み られ る ように ，   色素

沈着 の ある部分が異常 に 小 さ く小陰唇 の 形成不全

も合併 して い る こ と，  中央の 縫線が な く，炎症

性癒着の 痕跡 も認め られ な い こ と ，   月経整順で

低 エ ス トロ ゲ ン状態を認 め な い に もかか わ らず ，

陰唇癒合の 軽快 を認 め て い な い こ と，  手術時 に

切開 した組織 に瘢痕形成を認め な か っ た こ と， な

ど か ら先天性の 陰唇癒合症 と考え ら れ た ．

　先天 性陰唇癒合症 の 中で も ， 胎生期 の ア ン ドロ

ゲ ン 過剰 を原 因 として発生 した もの は性分化異常

の
一徴候 と して 陰唇癒合症が存在 し， 原因 も特定

で き て お り， 胎生期 ア ン ドロ ゲ ン 過剰症 と で も い

うべ き特異な症候群を形成す る．副腎性器症候群

や 妊娠中 に流産防止 の た め に 投与 され た ア ン ドロ

ゲ ン 作用 を有す る合成黄体 ホ ル モ ン 剤で 女子胎児

の 外陰の 男性化が起 こ る こ とが あ る．す なわ ち陰

嚢様 の陰唇癒合 を呈 し， 陰核肥大 を伴 う．こ の場

合 の 陰唇癒合 は大陰唇の 癒合が主 で あ る．本邦で

の 報告例 で は全 例 に 著 明 な陰核肥 大 を伴 っ て お

り
6｝7）

， 陰唇癒合 よ りも高頻度 に陰核肥大 を認 め て

い る ．こ の 陰核肥大 は 非進行性で
， 経過 と と も に
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縮小傾 向を認め る と い われ て い る が
6）

， 陰核肥大

が高度の 場合は正 常な形態 とな る可能性は低い ．

鴨井 らの 報告 した 28歳の 陰唇癒合 （女性仮性半陰

陽）症例で も陰核肥大 を伴い
， また ， 尿道が腟に

開口 して泌 尿生殖洞 を形成 し ， 通常 よ り広 い 腟前

庭 を認 め た
8｝
。自験症例 2 は ，   母 体 に 妊娠 中の 合

成黄体 ホ ル モ ン剤服用 の 既往が あ り，   陰核の 肥

大が 認め られ る こ とや ，   大陰唇 の癒合 を伴 っ て

い る こ とな どか ら胎生期 の 高ア ン ドロ ゲ ン 状態 に

起因す る外陰部形態異常 と考 えられ る．

　陰唇癒合症 は無症状の こ とも多 い が ， 時に局所

の不快感や 排尿障害， 月経時の 外陰部閉塞感 な ど

を来す．自験症例 1 で は尿閉 を来 した が ， 月経血

に 含 まれ る凝血塊に よ り開冂 部が閉塞 され たた め

に 起 こ っ た もの と考え られ た ．自験症 例 2 の 不正

性器出血 の 原因として は器 質的疾患 を認 め ず ， 中

間期出血 な ど の 機能性出血 と考 えられ た．陰唇癒

合症の 診断は ， 視診に よ り容易 に行 え る こ とが 多

い が ，
こ とに幼児期に お い て は腟閉鎖 ， 腟欠損症

な ど との鑑別 に苦慮 す る こ と もある
1）．超音 波断

層法や MRI な どの 画像診断法の 進歩 に よ り， 内

性器 の 構造 が容易 に把握 で き るよ うに な り， こ れ

らを利用す る こ と に よ っ て 鑑別診断も容易 とな っ

た．母 体の 黄体ホ ル モ ン 剤服用や副 腎性器症候群

な ど に お い て は ， 前述 した よ う に ， 陰核肥大 を伴

い
， 大陰唇癒合を主体 に した 陰嚢様 の 先天性陰唇

癒合 を来す こ とが特徴 で ある．

　後天性の 陰唇癒合症 に お い て は エ ス トロ ゲ ン 欠

乏が発症 に深 く関与 して お り， 治療と して エ ス ト

ロ ゲ ン投与が有効 で あ り ， 再発率 も低 い と い われ

て い る
9｝．また 後天性 の 陰唇癒合症で は患児 の 成

長 に つ れ て 自然治癒 もあ る程度期待 で き る．癒着

が高度な症例で は こ れ らの 保存療法で 完全 な治癒

の認 め られ な い もの もあ り， 岸らは癒着部の肥厚

が厚 く癒着が強固であ っ た ため に観血 的治療を追

加 し て 良好 な結果 を得 た症例 を報告し て い る
2）

．

自験 症例で も正 中線上 の 癒合陰唇 が 高度 に肥 厚

し， 手術療法 を行 わ ざる を得な か っ た．

　今 回， 先天性陰唇癒合症 の 2 例 を報告 した が ，

本症 は報告例 は きわ め て 少な い もの の ，症状が 軽

度な場合 ， 医療機関 に受診 しな い こ と も多い と考

え られ ， 実際 の 発 生頻度は不明 と い わ ざ る を得な

い ．実態を明 らか に す る に は女児出生時 に お け る

産科医の 詳細 な外陰 部の 観察が 必 要 と考 え られ

る．
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