
Japan Society of Obstetrics and Gynecology

NII-Electronic Library Service

Japan 　Sooiety 　of 　Obstetrios 　and 　 Gyneoology

H 本 産 科 婦人 科学会 雑誌　Ac ’
ハ 06ST　GYNAEC 」ドN　Vol．50，　No．9．　pp．743 −746． 1998 （平 ユO，9 月 ）

診 　　療

恥骨背側か ら臀部 に 及 ん だ aggressive 　angiomyxolna の 1例

　熊本大学医 学 部産科婦人科学教室 （主 f壬 ：岡村　均 教 授 ）

塾
熊 本 大 学医学都放 射 線 医学 教室住 任 ：高橋睦正 教授）

吉岡　明子 　　大竹　秀幸 　　小 山　秀樹

片渕 秀隆 岡村 均 山下 康 行
＊

ACase 　of　Aggressive　Angiomyxoma 　Extending　from　the　Ilmer

　　　　　　Surface　of　the　Pubic　Bone 　to　the　Buttock

　　 Akiko　YOsHIOKA ，　Hideyuki　OHTAKE ，
　H ｛deki　KoYAMA ，　Hidetaka　KATABucHI ，

　　　　　　　　　　Hitoshi　OKAMuRA 　and 　Yasuyuki　YAMAsHITA ＊

P ψ帥 脚 z’ 。f 〔丿ろ∫励
’ics’研 ゴ 伽 脚 ’・9）； κ〜t｝’taJn ・〜・ ti” it，e醗 ｝

墜Sc加 ・垣 目 愬 ゴご鵬 ’く  繊 脚 ’°

　　　　　　　　　　　　　 の腕 ‘オo 尹∵ P凋 天 伍 ’oshi 　Okrt〃1〜tra）

　　　 ・ D 鋼 腕 8〃砂 ヂ 1〜adio ！og．T
’，1〈ttnia 川 σ ≠o ｛1〃細 跡 ScilOO！qf ・4fedicine・κ Utnamoto

　　　　　　　　　　　　 の 〆縦 广σ川 P勘 （ 舳 ”∫〜♂〃 lasa 　Takt〜has’〜2丿

Kev 　 words ： Aggressive　angiomyx 〔｝ma ・Buttock ・Sex　stero 孟d　hormone　receptor ・

工mmunohistochenlistry
・Ultrastructure

　　　　　　　　　緒 　　言

　Aggressive 　angiomyx （）ma は 軟部腫 瘍の 中で

も稀 な 良性疾患 で あ る が ，し ばしば局所再 発が み

られ る こ と で 知 られ ，婦人科領域で は会 陰 ・外 陰

部や 骨盤 の 軟部組織 に発 生す る
L〕

．今回 わ れわ れ

は ， 恥骨背側 か ら発生 した と考 え られ ， 右側坐骨

直腸窩 を占拠 し ， 臀部 に膨隆 を来 した aggrcss 三ve

angiomyxoma の 1 例 を経験 した の で，臨床病 理

学的に検討 を加 え報告す る．

　　　　　　　　　 症　　例

　症例 は 49歳 の 3回 経妊 2 回経産婦人 で
， 職 業は

清掃業 で ある ．ユ8歳時 に 虫垂 切 除術，25歳時 に 左

側乳房脂肪腫 摘除術 ，39歳時 に 尾骨切除術 を受 け

た 既往が あるが ， 尾 骨切 除 に関 す る詳細 は不 明で

あ る．初経 13歳 ， 月経周期 は 30 日型整順 で，月経

時障害 はな く， 妊娠 ・分娩歴 に も特記 す べ き 事項

は な い ．

　現病 歴 ：1997年 4 月 に家族 か ら右側 臀部の 膨隆

を指摘され た ．同年 5 月初旬 よ り坐 位時の圧 迫感 ，

さ ら に圧痛が 出現 し ， 月経周期の 後半 に 腫脹感 の

増強 を自覚 して い た ． 5月 16日，熊本大 学 医学部

附属病院整形外科 を受診 し ， 5 月 19日（月経 周期 13

日目）同科で行 っ た magnetic 　resonance 　innaging

（MRI ）検査で 右側 臀部 に 長径 18Cm の 腫瘤 を指摘

され た． 5月 21日 （月経周期 15日 目），同病巣の婦

人 科疾患 と の 関連 性の 検査 凵的で 産 科婦 人科 （以

下 ，当科）を紹介 され 受診 した ．外診 な らび に 双合

診で は右側 の 臀部 か ら外 陰部 に か け て 膨隆が み ら

れ，表面 は発赤を呈 し ， こ の た め に 外性器が 左側

へ 偏位 し て い た ． 6 月 16 日 （月経周期 16 日目）， 病

巣が婦人 科領域 に 及ん で い る こ とか ら， 精 査 ・加

療 日的 で 当科に 入 院 とな っ た ，

　入院時所見 ：身長 155．  cm ， 体重 47．Okg ， 血圧

174／90mmHg ， 脈拍78／分 ， 整 ， 体 温 36．8℃ で ， 初

診時に比 べ 右側の 臀部か ら外陰部に か けて の膨 隆

は軽減 し て い た が ， 坐位 時の 圧迫感や圧痛 は依 然

と持続 し て い た ．

　 検査成績 ：血 沈 6D分値 7mm ， 120分値 34mm ， そ

の 他 CPK （MM ）が 142u1 】（正 常 ；17〜 123u／1）と

軽度一ヒ昇 して い る以 外 に 血 液像 な らびに血液生化
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74・1 恥 骨 背側 か ら臀部 に 及 ん だ aggressive 　angiQmyxoma

学検査 に異常はな か っ た．腫瘍 マ
ー

カ
ー

（CA125 ，

CA19 −9，
　 CA72 −4，

　 CEA ）はす べ て カ ッ トオ フ値以

下で あ っ た ．

　超音波断層法 で は右側 の 坐骨直腸窩に 63x88 ×

109mm の 嚢胞様 の 腫瘤が 認 め られ た ．当科で の

MRI 検査 （月経周期23 日目）で は恥 骨背側か ら右

側坐骨直腸窩に 及び ， さ らに尿生殖隔膜 を超える

腫瘤 が周 囲 と境界明瞭に描出 さ れ ，
Tl 強調画像

low　intensity
，
　 T2 強調画像 high　intensityで あ っ

た （写真 la．　 b）．また ．
　 Tl 強調画像の Gd −DTPA

造影で は遅延相 に増強が 認め られ た （写真 la）．初

回撮影 の MRI 所見 と比較 して 病巣 の 容積が 約

20％縮小 して い た．右側臀部 の経皮的生検で は問

葉系腫瘍が疑 われ た が確診 に は至 らな か っ た．

　手術所見 ：同年 6 月24日に 腫 瘤摘除術 を行っ

た． まず右側臀部の 中央よ りや や 内側で矢状方向

に 10cm の皮膚切 開を加え ， 皮膚か ら約 1cm の 深

さで腫瘤 に至 っ た ．腫瘤 と周囲組織 との 境界 は比

較的明瞭で
， 正常の 結合組織か らの 剥離操作 を進

めた ．腫瘤の 左側 は肛門挙筋お よび球海綿体筋の

筋膜 に接 し，その 右側は坐骨海綿体筋お よ び内閉

鎖筋の 筋膜 に接 して い た．こ れ らの 剥離の後，腫

瘤の 頭側 は尿生殖 隔膜 を超 えて恥骨結合背側 に連

続 し て い る こ とが明 らか と な っ た． こ れ に よ り，

腫瘤 を
一
塊で 摘出す る こ とは 困難 と判 断し ， 恥骨

E］産 婦誌i50巻 9 号

側 の 腫瘤 の
一

部を残 し， 尿生 殖隔膜外の 腫瘤を先

に 切除 した．次 に，恥骨上3cm の部位で 10cm の 皮

膚横切開 を加 えて 恥骨背側 に至 り， 恥骨結合背側

の 筋膜 に連続す る残存腫瘤 を剥離 ・切除 し ， こ の

結果腫瘤 は完全 に摘除 さ れ た ．

　病 理 学 的所見 ：摘出 した 腫 瘤 の 大 き さ は4x

ll× 16cm ， 重量 は380gで ， つ きた て の 餅の よ うな

柔 ら か さ で ，そ の表面は平滑で あ っ た．割面 は
一

様 に乳白色で 光沢が あ り， 出血 ・壊死巣 は認め ら

れ なか っ た．恥骨結合背側筋膜か ら切除した腫瘤

は最初に 切除され た腫瘤に比 べ て硬 く， 弾性軟で

あ っ た．

　病理組織学的に は ， 腫瘤は一
様に繊細な膠原線

維 を含む粘液性の 問質で 占め られ，紡錘形 ある い

は 豊富 な細胞質を有 し多形性 を示 す細 胞が存在

し， また大小不同の多数の 血管 を伴 っ て い た（写真

2a）．間質 は PAS 反応陰性 ， ア ル シ ア ン 青染色弱

陽性で ， アザ ン染色で は間質内の 膠原線維 が青染

され た．間質の 細胞 の核 は楕円形か ら紡錘形で ，

核小体 もみ られ ， ク ロ マ チン が増量 して い たが ，

核 分 裂像 は ほ とん ど観 察 さ れ な か っ た （写 真

2b）．血管の 多 くは elastica 　 van 　 Gieson染色や

Massc〕n 　tr｛chrome 染色で 検討 して も筋層や 弾性

線維のほ とん ど検出され な い 壁の 薄 い もので あ っ

た．間質 に み られ る細胞 の脂肪染色 は陰性で あ っ

写 真 1　骨 盤 部 MRI ：矢状断 の T1 強調画像 で low

　intensity，お よ び T2 強調 画 像 で high　illtensityを示

　す 腫瘤が 恥骨 （PB ）背 側 か ら右 側 坐 骨 直 腸 窩 に 及 び，
　 さ ら に 尿生殖 隔膜 を超 え臀 部 を 占拠 して い る の が み

　られ る （a，b）．T1 強調 画 像 の Gd −DTPA 造影で は 遅

　延相に 増強が認 め られ る （a ）．UB ：膀胱．

写真 2　摘出腫 瘤 の 病理 組織所見 ：膠原線維 を含 む粘

　液性 の 間質組織 に は ， 多数 の 大小 不 同 の血管 が観察

　さ れ る （a ）．問質組織 に は 紡錘形ある い は多形 性 を

　示 す細胞 が み られ，そ の細胞質 は比 較 的豊 富 で あ る

　（b）．ヘ マ ト キ シ リ ン
ー

エ オ ジ ン 染 色 ． a ： × 20，
　b ： x100 ．
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た．免疫組織化学的検討で は ， そ の 細胞質に ビ メ

ン チ ン （DAKO ）が 陽 性（写 真 3a），デ ス ミ ン

（DAKO ）が 弱 陽 性〜陽 性（写 真 3b）ジ α
一smooth

muscle 　actin （DAKO ）が陰性 （写真 3c）を示 し ，
　 S・

100蛋 白 （DAKO ），
ケ ラ チ ン （DAKO ）も 陰性 で

あ っ た．その 核 は エ ス トロ ゲ ン 受容体免疫染色

（ZYMED ）に お い て 陽性反応を示 し （写真 4a），プ

ロ ゲス テ ロ ン受容体 染色（ZYMED ）で も陽性 （写

真 4b）で あっ た ．また ， 腫瘤組織 を用 い た Dextran −

Coated　Characoal（DCC ）法
2）に よ る測定で は ，

エ ・

ス トロ ゲ ン 受容体が 14femtomoles／mg （正 常 ： 〈

13femtomoles ／mg ），
プ ロ ゲス テ ロ ン 受容体が 45
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写真 3　摘出腫 瘤 の 免疫組織化学所見 ：写 真 2bで 観

　察 さ れ た 細胞 の 細胞 質 に は ビ メ ン チ ン が 陽 性 （a）．

　 デ ス ミ ン が 弱 陽 性〜陽 性 （b＞，a −smooth 　muscle

　 actin が 陰性 （c）を示 す．α
・smoGth 　muscle 　actin は

　血 管壁 の 平滑筋 に の み 陽 性像が み られ る （c ）．メ チル

　緑 染色，a ： XlOO ，　 b ： × 100．　 c ： x100 ．
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写真 4　摘出腫 瘤 の免疫組織化学所見 ：写真 2bで 観

　察 され た 細胞 の 核 はエ ス トロ ゲ ン 受容体（a ），プ ロ

　ゲ ス テ ロ ン 受容体 （b）と も に 陽 性像 を示 す．メ チ ル

　緑染色，a ： × loe，　 b ： × 100．

femtomolesfmg（正 常 ： ＜ 10femtomoles ／mg ）で

あっ た ．超微形態学的に は ， 細胞質の 豊富な紡錘

形， 又 は星芒状の細胞の小器官の 発達は比較 的良

好で
，
そ の 間に 束状の 膠原線維が錯綜 して い た（写

真 5a）。そ の 細胞質 内に は ，
マ イ ク ロ フ ィ ラ メ ン ト

ある い は中間径 フ ィ ラ メ ン トが豊富 にみ られ たが

（写真 5b）， dense　body は確認 され なか っ た．以上

の 所見 よ り，
aggressive 　angiomyxoma と診断し

た．

　術後経過 ：術後の 経過 は良好で ， 同年 7月 8 日

に退院 とな っ た．現在術後 9 カ月を経過 し
， 再発

は認 め られ て い な い ．

　　　　　　　　　 考　　察

　 Steeper　and 　Rosaii）は ， 自験 の 9例 とと も に ，

1863年の Virchow の myxomata の報告 を初め と

した過去約 1世紀に わ た る 関連疾患 に詳細な る検

討 を加え ， 血管の 増生 を特徴 とす る粘液型 の腫瘍

で ， 遠隔転移が ない
一

方で 浸潤傾向が強 く ， 局所

再発 を来 しやす い 疾患 として ， 新た に aggressive

angiomyxoma を提唱 した．本邦で は ，
1987年に 初

め て 大塚が 大陰唇 に 発生 した 1例 を報告 して い

る
3）．

　 Aggressive　angiomyxoma は ， 性成熟期 ， 特 に

若 い 女性の 会陰 ・外陰部や骨盤の軟部組織に 発生

す る こ
．
とが多 い

’1
．今回の症例 の よ うに骨盤 内か

写真 5　腫瘍細胞 の 電 子 顕微鏡所！，L ：細胞質の 豊富 な

　星芒状 の 細胞 に 接 して 束状 の 膠 原 線維（CQ ）が 観察

　さ れ る．そ の 細胞 質 内小 器 官 の 発 達 は比 較 的 良好で

　 あ る （a ）．細胞質内 に は マ イ ク ロ フ ィ ラ メ ン トあ る

　い は中間 径 フ ィ ラ メ ン トが 豊 富 に み られ る （b）．酢

　酸 ウ ラ ニ ウ ム ＋ ク エ ン 酸鉛染色，N ：核．
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　ら臀部 に まで及 ん だ例 は極 め て 稀 で ， また最長径

　i8cm は 過去の 報告 の 中で も比較的大 き い もの に

属す る ．本症例は腫瘍 の 占拠部位 や摘除標本の 性

状か ら恥骨結合背側 か ら発生 した 可能性 が強 く，

発育 ・浸潤す る ス ペ ー
ス と して ， 尿生殖隔膜 を超

　えて進展した結果 ， 腫瘍が比較的大 き くな っ た も

の と考え られ る．

　 本疾 患の 特徴の ひ と つ と して ， 1989年の Sutton
et　aL の 報告

4
似 来 ， 腫瘍細胞 で の 性 ス テ ロ イ ドホ

ル モ ン 受容体 の存在が挙 げ られ る．今回の われ わ

れ の 症例 で も， 免疫組織化学染色で エ ス トロ ゲ ン

お よ び プ ロ ゲス テ ロ ン の 両受容体が 同定 され ， さ

ら に DCC 法 に よ る測 定 に よ り後者が よ り多 く認

め られ た．また ， 本症例 で は
， 月経周期 の後半に

右側臀部の 腫脹感の 増強 を自覚 し て い る が
，

こ れ

は先 の 測定結 果 を反 映 して い る も の と考 え られ

る．こ れ らの 所見 と ともに ， 本腫瘍 の 好発す る部

位 ， 性 差 や 年齢 を考 慮 に 入 れ れ ば ， aggressive

anglomyxoma は女性 ホ ル モ ン に 依存 す る腫 瘍の

ひ と つ と して捉 えられ る．

　 本腫瘍 と鑑別 すべ き疾 患 と して ，軟部組織 に発

生 し組織学的 に粘 液 ・ 浮 腫状 を呈 す る腫 瘍が挙 げ

られ，粘液腫 の ほ か に
， 脂肪 ， 神経 ， 横紋筋 ， 骨

あ る い は滑膜 に 由来す る粘液性腫瘍が あ る．その

ほ か に
， 線維腫症 （デス モ イ ド）　

2，も挙 げ られ る ．こ

れ らの 鑑別 に は免疫組織化学や電子 顕微鏡に よ る

観察が 今や欠か せ な い こ とは い うまで もな い ． し

か し，本症例の 免疫組織 化学で は線維腫症 との決

定 的な差異は見出せ なか っ た ．今回の aggressive

angiomyxoma の 最終診断は，臨床 的な所見 に 加

え， 腫瘍の 硬度 ， 光学顕微鏡 レ ベ ル で の 腫瘍細胞

の 密度 や形 状 ， 血 管 の 寡多や基質の 性状 ， 電子顕

微鏡 レ ベ ル で の 腫瘍細胞 の フ ィ ラ メ ン トの 産生の

程度 な どか ら行 っ た ．
一

方 ， 今回 の 症例の MRI 検

査 で は ， 線維腫 症 との鑑 別 は 困難 で あ り， また

Gd −DTPA に よ る造影 で遅延相 に お け る増強が 観

察 され た こ とか ら， 先の 鑑別 に 挙 げた 中の 悪性腫

瘍の 可能性 も術前 に は否定 で きなか っ た．

　本腫瘍の 組織 発生 とし て は線維芽細胞 ある い は

筋線維芽細 胞が 考え られ ， それ ぞ れ を支持 する形

態学 的所見が報告され て い る
1］5 ）

．本症例で は ，免
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疫組織化学染色 で デス ミ ン が陽性を示 す
一一

方で ，

α
一smooth 　muscle 　actin は 陰性で ， 超微形態学的

に も腫 瘍 の 細 胞 質 内に dense　body は 確認 さ れ

ず ， 線維芽細胞 へ の 分化傾 向の 強 い 細胞 が 主体 を

成し て い た ．本疾患 は種 々 の分化 段階に あ る問葉

系細胞か らな る腫瘍 を包括 し て い る と考え られ，

同 じ臨 床 的 事 象 を 示 す 異 な っ た 細 胞 性 格 の

aggressive 　angiomy ．xoma が存在す る の か も知 れ

ない ．

　Aggressive 　angiomyxoma は 完全 に 摘除 され

て も ， 局所再発が み られる こ とが ある．文献的に

は 70％以上 に 再発が み られ
fi）

， 最も遅 い もの で は

23年後 に 再発 して い る こ と 7）
か ら ， 今回 の症例 も

長期間 に わた る経過観察が必要 と考え ら れ る．

　稿 を終 え る に あた り， 本症例 の 診断 に対 して 貴重 な ご助

言 を頂 い た 熊本大 学 医 学部附属 病 院 病 理 部猪山賢
一

部長な

ら び に 鶴 田潤 二 博 士，同理 学 療法部米村憲輔搏 士 に 深謝申

し ヒげ ます．
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