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　 　 　 　 　 　 　 　 　は じめ に

　近 年の胎児超音波断層法診断法の 発達に よ P ，

胎児頸部 の cystic 　hygroma が 妊 娠早期 か ら発見

され る よ うに な っ て きた ．こ の cystic 　hygroma

に っ い て は ． 妊 娠後期か ら新生 児期 に 発見され た

も の は 予 後が比 較的 よい もの の ， 妊娠初期 に 発見

され る もの は予後不良 とされ て い る
皇】

．今回 ， 当科

に お い て妊娠 12週か ら23週 まで に 出生前診断 され

た cystic 　hygroma に つ い て検討 した の で報告 す

る。

　　　　　　　 対象お よび方法

　1987年 1 月か ら 1997年 10月 ま で に 当科 で 妊娠管

理 を行 っ た症例 の う ち ，
early 　second 　trimester

ま で に 超音波断層法検査 に て cystic 　hygroma と

診断 され た症例 を対 象 と した．そ の 診断は Bron・

shtein 　et　aL2
）
の基準に従 い

， 胎 児の 頸部 に そ の 内

径 が ど の方向 を と っ て も3mm を超 える 嚢胞 の 形

成が認 め られ た もの を ， 胎児 cystic 　hygroma と

診断 した．本研 究 は それ らの 全症例 を対 象 と し ，

児 の 合 併 症 お よ び 染 色 体 異 常 の 有 無 ， cystic

hygroma 内の 隔壁 の 有無 ，
お よ び児の 転帰に つ い

て retrospective に 検討 した ．

　　　　　　　　　結　　果

　本検討期 間中 ，
26例 が胎 児 cystic 　hygroma と

診断 され た 俵 1）．母体 年齢は 2 歳か ら36歳 で ，

平均 28，3歳で あ っ た ．初産婦が 14例 ， 経産婦 は 12

例 （1経産 ：10例 ，
2 経産 ： 1例 ，

3 経産 ： 1例）

で あ っ た ．母体 の 合併症 と して は，結節性硬化症

が 1例 に 認 め られ た の み で あ っ た．すべ て単胎症

例 で ，多胎 の 症例 はな か っ た ．26例 の うち 当科に

紹介 された 症例は 23例で あ っ た．紹介理 由 は ，
い

ずれ も超 音波断層法検査 に お ける胎児頸 部の 異常

又 は 胎児水腫で あ っ た ．診断 され た週数 は妊 娠 12

週 か ら23週 の間で ， 平均 16．8週で あ っ た ．

　合併症

　皮下水腫 ， 胸水 ， 腹水が い ずれ も認 め られた た

め に胎 児水腫 と診 断さ れ た症例が 26例 中23例 と，

ほ とん どの症例 に 胎児 水腫 の 合併が認 め られた．

他の 合併症 と し て は ， 馬蹄腎 （1例）， 耳介低位 （1

例）， 口唇裂 （1例）， Noonan 症候群 （1 例）が それ

ぞ れ 認 め られた ．また ， 前 回の 妊娠が 胎児水腫 で

あ っ た症例が 2例存在 した．
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表 1　胎児 cystic　hygroma と診 断 され た 全 26例

症 例 No 、　 母体 年齢 〔歳〕 診断週 数 （週 ）　隔壁 の 有無　胎 児水腫の 有無　染 色体分析 結果　　転帰 備考
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　 45．X　 　　 　 　中絶
撃

　 45，X 　 　　 　 　中絶

　 45，X　 　 　 　 中絶

　 45，X　　　　　中絶

　 45，X　 　　 　 　中絶

21trisemy 　　　 中絶

18　trisomy 　 　 　 中絶

13trisomy　　　 中絶

　 正常　　　　 満期 産

　 正 常　　　　　中絶

　 正 常　 　 　　 　中絶

　 正常　　　　　中絶

　 正 常　　　　　中絶

　 正 常　　　　　中絶

　 正 常　　　　胎 児死 亡

　inv（9）　 　 　 中絶

分析 失敗 　　　　中絶

分 析 せ ず 　　　　中絶

分析せ ず　 　　 　中絶

分 析せ ず　　　　中絶

分析せ ず　 　　 　中絶

分 析せ ず　　　　中絶

分 析せ ず 　　　　中絶

分 析せ ず　 　　 　中絶

分析せ ず 　　　胎 児死 亡

分 析 せ ず 　　　胎 児死 亡

前回胎 児水腫

Noonan 症候群

馬蹄 腎

口唇 裂

耳介低 位

前 回 胎 児 水 腫

母体結節性 硬化症 合併

‡1987年 の 症 例 （優生 保護 法改 正 前）

　 染色体異常

　染色体分析 は同意が 得 られた17例に行わ れ た．

1 例 は培養 に失敗 した た め ， 染色体構成 は不明 で

あ っ た．残 りの 16例中 8例に 染色体 異常 が認 め ら

れ ， そ の 内 訳 は 45，X が 5 例 ， 13　 trisomy
， 18

trisomy お よび 21　trisomy が 各 1例 で あ っ た．な

お ， 1例に 正 常変異 で ある 9 番染色体腕間逆位 が

認 め られ た．

　隔壁

　17例が 多嚢胞性 で ， 9例 が単胞性で あ っ た．

　転 帰

　 3 例 が 子宮内胎児死亡 とな っ た ．胎児水腫 も し

くは染色体異常の た め に 児の 将来の 子宮外で の 生

存の 可能性が きわ め て小 さ い こ とが予想 され， そ

の こ と に よ る本 人 と夫の 精神的な苦痛 と分娩後 の

児の 治療に 対す る経済的負担 を考慮 し ， 本人 お よ

び夫が 強 く希望 した 22例で人工 妊 娠 申絶が行わ れ

た ．胎児水腫が な く， か つ 染色体異常が認 め られ

なか っ た 1例 （症例 9）で は，妊娠 15週で 認め られ

た cystic 　hygroma は そ の 後徐 々 に縮 小 し ， 妊娠

20週 に は ほ ぼ消失 した． こ の 症例 は妊娠 39週 4 日

に体重 2
，
900g

， 身長45．5cm で 出生 し， 翼状頸 ・眼

間解離 ・鼻根部 扁平 ・耳介低位の 体表奇形 と肺動

脈弁狭窄が 認め られ ，
Noonan 症候群 と診 断 され

た．

　　　　　　　　　　考　　察

　近 年の超音波診断の 発達 に よ り種々 の 胎児異常

が妊 娠早期か ら発見 され るよ うにな っ た．頸部 の

異常 も CyStiC　hygrOma ， 亡eratoma
，
　gOiter な どが

出生前 に 超音波検査に よ り発見 され る よ う に な っ

て い る．中で も cystic 　hygroma は 決 して稀で は

な く， 日常の 診療 で と きに遭遇す る．Brumfield　et

aL3 ）は ， 胎児奇形が疑 わ れた 6，503症例 に超音波 に

よ る 精 査 を 行 い
， そ の 0．9％（61例 ）が cystic

hygroma で あ る と妊 娠 14〜22週 に 診断 され た と

報告 して い る． また ， Bronshtein　et　a1 ，2）
は ，

　 late
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first〜early 　second 　trimesterに 胎児奇形が疑 わ

れ た 7，582例 中150例（2．0％）に cystic 　 hygroma

が認 め られ た と報告 し て い る．

　一
方 ， 21　trisornyの ス ク リーニ ン グ と して妊 娠

9〜 14週 の頸部肥厚 の有無が 有用で ある と指摘 さ

れ て お り， さ まざ まな用語 （nuchal 　translucency ，

srnall 　hygroma ，
　 nuchal 　bleb，　nuchal 　folds）で 報

告 され て い る． し か し ，
そ の 用語の 定義は

一
定 し

て い な い ．単胞性の cystic 　hygroma と こ れ らの

頸部肥厚を明確に 鑑別 す る定義 はない ．今回我々

は ， 単胞性 ， 多嚢胞性に か か わ らず ， 前述 の よ う

な基準で胎児 cystic 　hygroma を診断 した ．

　Cystic　 hygroma は 胎生初期 の 原始 リ ン パ 嚢 を

発 生 母 体 と し た 嚢 腫 で あ り
4）

， 頸部 の cystic

hygroma は胎生 10週 頃 の リン パ 系形成期 に お け

る頸部 リン パ 嚢 と頸静脈 との 接合不全 が 原因 と考

え られ て い る
5）．妊娠初期の cystic 　hygroma は通

常 致死 的 で あ る と され て い る
5）6 ｝．初 期 の cystic

hygroma の 予後が 悪 い 原因と して は ， 染色体異常

を合併 しや す い こ と ，
お よ び リ ン パ 液 の 漏 出や 頸

静脈圧迫 に よ る循環障害 の ため に 胎 児水腫に 進行

しや す い こ とが 考え られ て い る．今 回の 検討で も ，

染色体異常が分析可能だ っ た症例 の 50％ に ， 胎児

水腫 が全症例の 88．5％ に認 め られた ．

　Cystic　hygroma の 染色体異常の 可能 性に つ い

て は ，報告 に よ っ て 多少の ば らつ き はあ るが ，
first

trimester に 発見 さ れ た も の で は 50％以 上 と報 告

され て い る
7）8）．染色体異常の 内訳 と し て

，
Trauf−

fer　et　aL7 ｝は trisomy が67％ ，
　monosomy が 19％ ，

translocationが 14％ と報告 して い る ．
一

方 ， 我々

の 症例 とほ ぼ同様の時期 に発見 された症 例を中心

と した研究で は ，
Pijpers　et　al ．9）は 11例 中 7例 （妊

娠12〜 25週），
Brumfield 　et　al ．s）は 55例中42例 （妊

娠 14〜22週 ）と報告 し て い る．こ れ ら二 つ の研究で

は ， 染色体 異常 と し て は い ず れ も45，X が 最 も多

い ．当科 の 結果 も16例中 8例に 染色体異常が 認 め

られ
，

また そ の 染色体異常の 内容 として は 45，X が

62．5％ と ， これ らの 研究
3）9）

と
一致 した．こ の よ う

に ， 妊娠初期 に cystic 　hygroma が 認 め られ た場

合 ， 染色体異常 を高率に合併 す るの で ， 染色体異

常を念頭 に 置き ， 染色体 異常の 有無の 検索 ， 染色

体異常に伴 う合併奇 形の 検索 を行 う必要が あ る と

思わ れ た ．

　染色体異 常が認 め られ た cystic 　hygroma の予

後 は悪 い と され て い る ．Abramowicz 　 et　al．
1°）

は

1989年 に
， その 過去 10年間に 報告され た染色体構

成が 明 らか な110例 の cystic 　hygroma の うち ， 中

絶が 行わ れ な か っ た 51例 の転帰 に っ い て ま とめて

い る．そ の 51例中 ， 染色体異常 は30例に認 め られ

たが ，その 中で 新生 児期 まで生 存した とす る報告

は なか っ た とい う． こ の こ と は ， 染色体異常 を合

併す る cystic 　hygroma は胎児死亡 とな る可能性

が非常 に 高 い の で ， 染色体異常が合併 した場合 は，

そ の 後 の 妊娠管理 に お い て慎重 な folle“ r　up が必

要 とな る こ とを示 して い る．そ して ，子 宮外生 活

可能 な時期 まで生存 した 症例に つ い て は ， そ の 染

色体異常の 種類 に よ っ て管理 は異 なる と考 え られ

る。例え ば分娩様式 に つ い て は ， 13trisomyや 18

trisomy の よ うに重篤 な合併症 が 必発の 染色体異

常の 場合に は ， 基本的 に 帝王切 開術の よ うな母体

に 侵襲 的な遂娩術の 適応 は な い と思 わ れ る．一方，

21trisomy や 45
，
X の 場 合は そ の 他の 合併異常の

検索 を十分 に 行 っ た うえで ， 基 本的に は通常の 分

娩管 理 と同 じ管理が 行わ れ る べ きで あ ろ う．

　今回 ， 我 々 が経験 した症例の うち ，
2 例 に 胎児

水腫 の 既往 が あ る症例が 存在 した． どち らも， 前

回 は cystic 　hygroma の 合併 はなか っ た．ただ し ，

そ の 時 の 児 の 染色体 は ど ち ら も調 べ ら れ て い な

い ．前児の 染色体構 成 が 不明で あ り， そ の胎児水

腫 の 原 因 が 不 明 で あ る 以 上 ， 今 回 の cystic

hygroma と関係 が あるか ど うか も不 明で ある．胎

児水腫既往 の有無 が cystic 　 hygroma の リ ス ク を

上 昇 さ せ る と い う報告 は ， 我々 が検索した限 りで

は なか っ た． リス クが上 昇す るか どうか に つ い て

は ， 本検討で は症例数が 十分 と い えず ， 今後症例

を積 み重 ね て検討 して い きた い ．

　 また ， 隔壁の 有無 に よ っ て 染色体 異常 の 率に 差

が あ る と報告され て い る
2｝叩 D．隔壁の ある症例の

方が染色体異常率が高 い と い う． しか しな が ら ，

今回 の検討 で は ， 染 色体 異 常 の 合併 率は 隔壁 が

あ っ た症例で 55．6％ （5／9）， 隔壁 が なか っ た 症例で

42．9％ （3／7）で あ り， 統計学的 に は有意差 は認 め ら
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れ な か っ た ，

　 Cystic　hygroma は 予 後 の 悪 い 疾 患 で は あ る

が ， 中に は消失 し て し ま う症例が 存在 する．そ の

原 因 として は ， 頸部 リ ン パ 嚢 と静脈系の 発達 の遅

れ の 可能性が あ る と されて い る
6）．中で も正 常染

色体の cystic　 nuchal 　lesionを も っ た 児 の 予 後は

良好 とされ ， first　trimester に 少な くと も2．5rnm

以 上 の nUChal 　leSiOnを もつ 正 常染色体 の胎 児 32

例の うち ， 31例 は 自然 に 満期 ま で に消失 した とい

う
12 〕。 ま た ， 妊 娠 14〜22週 に 発 見 され た cystic

hygroma で も ， 59例中 5 例が 妊娠 27週 ま で に 自然

消 失 し ，
い ずれ も正 常染色体で あ っ た と い う

5）．

Boyd 　et　al．
13 ）

も同様の 報告 を して い る．　 Early　se ・

cond 　 trimester まで に 発見 された cystic 　 hygro−

ma の 予後 は悪 い もの の
， そ の こ と の み を説明す

る の で はな く，染色体が正常 で あれ ば自然消失が

期待で きるの で ， cystic 　hygroma その もの は 自然

に消失 する可能性 が ある こ とを含 め説明 を行 い
，

そ の 後の 方針 を決定 し て い く必要 が ある と思われ

る． もち ろん ， 自然消失 した か ら と い っ て そ れ だ

けで は正常染色体で ある保証 に は ならない ．Shu1−

man 　et　al ．12｝は ，
　 ftrst　trimester に 発 見 さ れ た

cyst ｛c　hygroma が 消失 し て も45，X や 21　 trisomy

で あ っ た症例 を報告 して い る．した が っ て ， 自然

消失す るか ど うか にか か わ らず ， 染色体分析 は行

うべ き と考 えられ る．また今回 の検討に お い て は ，

正 常染色体で か っ cystic 　hygroma は 自然消失 し

た もの の ， 結果的 に Noonan 症候群 と診断 され た

症 例 が 存 在 し た． し た が っ て ， early 　 second

trimester まで に 胎 児 に cystic 　hygroma が発 見

され た場合 に は ，
こ う した 可能性 も含め て慎重 な

対応が必要で あ る と考え られ た．
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