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Abstract　 We 　present　a 　ease 　of 　immature　teratoma （epignathus ）detected　at　24　weeks 　of　gestation．　The　tu−

mor ，　which 　remarkably 　produced 　AFP
，
　was 　growing　within 　the　fetal　oral　cavity ，　a皿 d　the　lower　jaw　and

other 　componens 　were 　destroyed　or 　elongated ．　It　was 　difficult　to　d廿ferentially　diagnose　it　from　cervical

teratoma 　by　echograni 　but　it　was 　possible　by　MRI ．　Remarkable　fetal　hydrops　and 　polyhydr蜘 cs 　had　ap −

peared，
　and 　the　status 　of　the 　fetus　was 　evaluated 　by 　fetal　vessel −now 　velosimetly ．　It　was 　expected 　that　res −

cue 　of　the　fetus　would 　be　quite　dif員cult
，
　and 　the　vag 蓬nal 　route 　was 　selected 　as　the　mode 　of 　deliveIy．

Key　words ：Ep重gnathus・Magnetic　resonance 　imaging （MRI）・Echogr 
・Hydrops 　fetalis・

　　　　　 Alpha−fetoprotein（AFP ）

　　　　　　　　　は じめに

　気道近傍 を占拠する胎児腫瘍に関 して は ， 出生

後に腫瘍 の 治療 を開始する と して も， 出生時に気

道確保可能か 否か を評価する必要がある．今回 ，

各種検査法を用 い て胎児診断を試みた ，
口腔内 に

限局 して 発 育した未熟奇形腫 「上顎体」の 1例 を

経験 した の で報告す る．

　　　　　　　　　症　　例

　母親 ：K．　Y．， 28歳 ，
G2POCO ．

　既往歴 ：24歳時 ， 子宮外妊娠に て右卵管摘出術

施行，

　現病歴 ：妊娠 4 週 よ り前医にて 妊婦検診を受け

て い た．妊娠20週 まで胎児異常は指摘 されなか っ

たが ， 妊娠 24週 0 日， 妊婦検診 に て 胎児異常を指

摘され ， 紹介 となっ た．翌 日来院 し， 胎児の 頭部

に 隣接する腫瘍性 の 腫瘤像お よび著明な羊水過多

症が認め られ ， 同 日入院 となっ た．

　入院お よび分娩経過 ：腹部単純 Xp 写真で は ，

胎 児の 顔面骨下 部〜頸部の 前方に 位置する石灰化

を伴う腫瘤 を認め た．胎 児下顎骨は同定が 困難で

あ っ た （写真 1a）． 経時的 に超音波検査を施行し
，

胎児 ・腫瘍発育を監視したが，24週以後腫瘍の 発

育は ほ ぼ 停止 して い た．腫瘍内部は高輝度と低輝

度が 混在 し， 発生部位 は 同定 しえなか っ た （写真

lb）．胎児水腫が 26週 3 日よ り認め られ ， 高度 に進

行 して い っ た．臍帯動脈 ・胎児中大 脳動脈 ・胎児

ド行大動脈
・胎児下大静脈の 血流を測定 し ， 胎児

循環動態を評価 した（表 1）．連 ［i施行 した NST で

は ， 胎児心拍 数基線 は 140bpm 台で細変動が きわ

め て 乏 しか っ た．妊 娠25週 3 日，ジ ア ゼ パ ム

0，25mg 母体静脈 内投 与 の もと に MRI を 施行 し

た．胎児顔面部〜上 胸部に隣接す る径 8cm の 充実

性腫瘤を認め た．腫瘍内部は充実性 部分 と嚢胞性

部分の 混在 を示 し， 充実性部分 は上 顎を中心 に接

して い た．全身の 皮膚 ， 特 に下顎部皮膚には高度

の 胎児水腫 が認め られ た．正中断面で は トル コ 鞍

内に腫瘍茎があ っ た （写真 lc，
　 d）．

　妊娠 27週 2 日，臍帯穿刺に よ り胎児採血 を施行

N 工工
一Eleotronlo 　Llbrary 　



Japan Society of Obstetrics and Gynecology

NII-Electronic Library Service

Japan 　Soolety 　of 　Obstetrlos 　and 　 Gyneoology

2000年 7 月 澤村 他 949

　　 　 　 　 　　 写真 1

　 a．単純 Xp ：胎児顔面骨〜頸部 前方 に

　　 位置す る 巨 大 な 腫瘤像 が 認め ら れ

る・内部 に は 石灰像が み られ る・

b・超黻 ：頭 部 噸 部 と腫瘤 の 境界 ｝よ

　　 不 明 瞭 で あ る （左）．内部 は 混合性 の

　　 成分で，頸部奇形腫 に 酷似 して い た

　　 （右）．

　哩瓢1饗 長鞭 熱騨錨
　　 位 に は 著 明 な水腫が 認 め られ る．内

　　 部 は solid ＆ cystic 　pattern を示 して

　 　 あ る の が わ か る．

し， 血液像
・生化学検査 ・染色体検査 を行 っ た （表

2 ）．また羊水過多症の た め ， 妊娠 25週 3 日および

27週 2 日 に羊水穿 刺 を行 い
， それぞ れ1，100ml，

1
，
500ml 濃茶褐色の 羊水を排 液した．こ の 際の 羊

水に加えて妊娠母体血 ， 出生時臍帯血 に対し ， 腫

瘍 マ ーカ
ーを測定 した（表 3 ），

　積極的治療は困難 と判断 ， 自然経過観察と した．

妊娠28週 2 日 ， 予宮頸管の 開大 を認め ， 同日 自然

陣痛発来 し，硬膜外麻酔施行下に経腟分娩とな っ

た．児 には分娩中に高度の 徐脈がみ られ ， 出生 時

無呼吸の まま出生 ， 直後 に心拍停止 した．会陰切

開術 は施行せ ず ， 頸管 ・会 陰裂傷 と も発 生 しな

か っ た．児 の Apgar　score は 1 点 （1分），0点 （5

分）で体重 2，168g， 身長36cm の 女児で あ っ た．胎盤

重量は640g，臍帯長36cm
， 羊水混濁は なか っ た．

著明な胎児水腫および頭血腫 を認め ， 外観か ら眼

球 は同定で きなか っ た．鼻梁は同定で き， 凵 腔内

は腫瘍 に よ り占拠 されて い たが， ド顎を伸展 させ

る と頸部は 正 常で あ っ た． ド顎骨が ほ ぼ 完全に破

壊 され ， 皮膚が著 明に伸展 して い た （写真 2a）．

　病理解剖所見 ：

　肉眼所見 ；脳下垂体は 同定しえず ， 腫瘍は 視床

下 部と視交叉 間で接続 し， 下垂体洞を経て右上顎

洞を通 り硬 冂蓋 よ り突出 して い た （写真 2b），径

8．5cm で表面平滑な被膜が存在 し ， 内部は 暗褐色

〜乳 白色の多様な外観を呈 して い た （写真 2c）．

　組織所見 ；腫瘍に はケ ラ トビ ア リ ン
， 軟骨 ， 平

滑筋 ， 呼吸器 ， 消化器 ， 神経組織な どの 成分がみ

られたが，全体に幼弱傾向が強 く， 未熟奇形腫（im−

mature 　terato皿 a ）と診断され た （写真 2d）．幼弱な

腺腔 を形成 し て い る 部分が多か っ た （写真 2e），

　　　　　　　　　考　 　察

　上 顎体 （epignathus ：nasopharyngeal 　teratoma

とほ ぼ 同義語）は 頭蓋咽頭管 よ り発生す る腫瘍 で

あ り， その 成分 は上皮性組織 よ り構成 され る．胎

児の 状態が 良好で ある場合は気道確保 に よ り救命
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表 1 胎 児発育と胎 児循環動態

25 週 1 目 26 週 3 日 27 週 2 日

BPD （mm ）

FTA （mm2 ）

FL （mm ＞

EFBW （g）

UmA 　RIPAoVmax

（mt
’
s）

PLIMCA
　RI

65．3　（＋ 0，3SD）

37．12　（＋ 0．9SD）
41．8 （− 0．6SD ）

900 （＋ 02SD ）

0．9060

．6720
．7650

．703

66，0 （− 0．6SD）

50，77 （＋ 2．8SD）
44．7 （− 0．7SD ）

1，163　（＋ 1．ISD）

0．9391

．5181
．380

測 定しえず

逆 流あ り

1．140

 ．8600

．857

UmA ；臍帯動脈　PAo ： ド行大動脈 PLI ：下 大動脈 preload　index　 MCA ：中大脳動脈

表 2　 臍帯静脈血 （妊娠 27週 1 日）

血液検査 正 常値 ＊ 症例 生化学検 査

WBC （cells／mm3 ）

RBC （cells／rnm3 ）

Hb　（9／dl）
Hct （％）

Plt （cens 〆mm3 ＞

血 液ガ ス

4．4XlO3
3．5x106

　 　 13．5

252x103

正常値
＊ ＊

12．6　X　　lO3　↑
2．49　x 　106　↑

　 　 10．9 ↓

　 　 34．5
109　×　103　↓

症例

pHpCO2

（mmHg ＞

PO2 （mmHg ）

HCO3 （mmo 且／L）

tCOz （mmol ／L）
sO2 （％）

染色体検査

7．38432725

．225

．2

46XX 　異常な し

7．37743
．237

、8 ↑

24．826

，18

〔i．4

Na　　 138　mEq ／l

K 　　 　 4．OmEqA

CI　　 109　mEq ／I

Ca　　 10．8　mg ／dl

TP 　　　2．Og／dl

Alb　　 l3g／dl

BUN 　　 10　mgfdl

Crea　　U．7　mg ／dl

GOT 　 　 60　U／l

GPT 　　　l5　Uノ且

LDH 　　393　U／l

Alk−p　　22　U／l

T−Bil　　 1．l　mg 〆dユ

Glu　　 85　mg ／dl

Amy 　　60　U！1

CRP 　 O．14　mg ／dl

＊ 正常 値 は Forestier（1986） によ る．＊ ＊ 正常 値 は Longo （1987 ）に よ る．

例が多 く報告され る よ うに な っ て きた．腫瘍 の 伸

展方向が 重要で，口腔外へ 突出する例に生存例が

多 く報告 される
1圃 一

方 ， 腫瘍が下方進展 し口 腔 内

に 限局 す る例 は 少 な く， 気道 確保 が 困難で あ

る
Ei〕T）

．頭蓋 内に伸展する場合もあ り， その 場合救

命は さらに困難で ある
S）9）

．

　本症例 は ， 妊娠 24週 に初めて ， 頭頸部に発生 し

た大 きな腫瘍塊 を検出した もの で あ り， 胎児救命

の 可能性 を探 るべ く種々 の 検査に よ り胎 児診断を

試み た，気道確保の 可否に 関して は腫瘍の 付着部

位の 同定が 必要で あ っ た．超音波検査で は 付着部

位は確認 しえず ， 腫瘍が 凵腔内に 限局して発育 し

たた め ， む しろそ の 形態は頸部奇形腫に酷似 して

い た．MRI で は， 付着 部位が同定で き， 単純 Xp

写真の 石灰化所見 と併せ て 「上 顎体」を推定診断

した，子宮鏡検査 も検討 したが ， 侵襲的か つ 実験

的とい う理由よ り見送 られ た．腫瘍の 出生前治療

とい う観点か らは
， 腫瘍針生検を施行する必 要も

あ っ たかと思 われる
ゆ

．

　腫瘍の 補助診断の ひ とつ に ， 腫瘍マ
ーカ ーの 測

定が挙 げ られ る．羊水が 濃茶褐色を呈 して い た の

は ， 羊水 に被膜 を介 して 隣接 して い た腫瘍か らの

出血 ， もしくは腫瘍 産生成分の 漏出があ っ たため

と推測 され る．また ， 病理組織診断では腺腔構造

が多い 胚腫瘍であ り， こ の ため羊水中の AFP は著

しく増加し て い た と考えられ る．AFP は，妊娠母

体血中で もカ ッ トオフ 値 を大 きく超 えて お り， 本

腫瘍 の 性 格 を決 定す る うえで ， 最 も有 用 なマ
ー

カーと思わ れ た
11｝’2）

．羊水中で は ， 胎児血や母体血

に移行し難 い CEA や SCC も含め て，測定したす
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べ て の 腫瘍マ ーカ ーが 上 昇して い た．今後症例 を

集め胎児腫瘍に対する腫瘍 マ
ー

カ
ー

の カ ッ トオフ

値が決定され れ ば ， 特に羊水に 隣接 する腫瘍 の 場

合 ， 羊水穿刺 と い う手段で 有用な腫瘍補助診断が

で きる可能性が ある．

　心臓内奇形腫の ほか ， 上 顎体や仙骨奇形腫で も

胎児水腫が 合併す る 場合が あ り， 予 後不良 とな

る
且3）一一16｝

．本症例の 胎児採血 で は，軽度の 汎血球減

少お よび低ア ル ブ ミ ン 血 症がみ られ る の み で ， 胎

表 3

検体 母体血　　　羊水　　　羊水 　　　臍帯血

採取 時　　　　 　25 週 0 日

CEA 　　（ngfm 皇）　　　　 0．7
AFP 　 （ng ／皿 i）　　1，837．3
CA19 −9 （U／ml ）　　　　 5．1
CA125 （Ufml）　　　 47．3

SCC 　　（ng ／ml ）　　　 1．O

TPA 　　（U／1）　　　　　 79

25 週 3 日 27週 2 日 2B週 2 囗

143．1175 ．2

171，749．4　　133，529．5　　156，575．2

759．1　　　 1，0648
5，005．4　　　　5，  1＆8
249．0　　　　　546．0

15，920　　　　55，300 161

児貧血 に よる胎児水腫 は考えに くい ．奇形腫 よ り

胎児水腫に至 る機序は ， 急速に増大す る腫瘍を栄

養するた め，腫瘍血管が発達 し胎児の 心拍出量 が

増大 し
，

そ の 結果 と して 心不全 よ り胎児水腫が 引

き起こ される と の 説が有力で あ り， 本症例もこれ

に相当す る と思わ れ る
17）．腫瘍 に よる胎児の 嚥下

運動制 限の 結果発症 した と推測 され る羊水過多症

の ため ， NST で は胎児心拍変動の 減少す なわ ち交

感神経系の 反応 の 低下とは 断定しえなか っ た．

　胎児 の well −being の 評衡に 関 して は
， 超音波血

流測定が 有用で あ っ た．臍帯動脈血流で は，拡張

終期血流速度が低下 し，resistance 　index （RI）が上

昇 し， さ らに拡張期血流の 途絶や 逆流がみ られ た．

これは重度の 胎児水腫 にみ られる もの で ， 胎児の

欝血性心不全 ならびに胎盤間質 の 浮腫 に よ り胎盤

の 血 管床が圧 迫 され て血管抵抗が増加す るため と

推定され て い る
’B

胎 児中大脳動脈は ， 妊娠24週に

お い て は拡張終期血流速度が通常 よ り上昇 し， RI

は低下 して い たが ， 妊娠27週にお い て は ， 正常範

　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　　写真 2

en 娩出 され た 胎児 ：著明 な胎児水腫お よび頭 血腫 が あ り， 外面 か ら眼 球 は同 定で きな か っ た ．鼻梁 は 同 定で き ，
ロ 腔内 に

　 径8．5cm の 腫 瘍が は ま りこ ん で い た （矢印 ）が ， 顎 を押 し ヒげ る と頸部 は 正常で あ っ た．下 顎骨 が ほ ぼ 完全 に 破壊，皮膚

　 が 著 明 に 伸 展 し，一部 び らん状 を 呈 した．

b．腫 瘍 が 右 上 顎 洞 に充 満 して い る （矢 印）．

c．腫瘍の 割面像 ， 表 面平滑 な被膜の 内部 は，暗褐色〜乳白色の 多様な外観を呈 して い た，矢印 は，腫瘍茎があっ た 部分を

　 指す．

d．組織像（× 40）：表皮成分 ， 軟骨，消化器，神経組織成分な どが 混在 して お り，全体 に 幼弱化 が 強い ．

e．組織像（× 200）：腺腔を形成 し てい る．
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囲内に なっ て い る ．胎児採血 に よる血 液ガ ス所見

で も正常で あ り， 脳虚血の 危険 は低か っ た と思わ

れ る．胎児 F降大動脈の 最高血流速度は，妊娠25

週で 多少低下 して い る もの の ， 実際に胎児水腫が

観察されだす妊娠26週以後は正常範囲内に な っ て

お り， 胎児水腫に よる胎児心拍出量 の 低下 はあま

りみ ら れ な か っ た．preload　index は ，　 O．765，

1．380，0．860と い ずれ も異常 値を呈 してお り， 欝

血性心不全 を伴っ た胎児水腫 に特異的 な重要な項

目で あ る．

　以 上 の 検査 に よ り， 胎児の 状態は高度の 胎児水

腫の ため極めて不 良で あ り， 出生時の 気道確保 も

困難と判断 し， 自然経過 をみ た結果として ， 経腟

分娩 となっ た．頭血腫 の 形成をみた もの の 経腟分

娩可能で あ っ た の は，柔軟な腫瘍が下顎部分に 侵

入 し腫瘍を含む頭蓋の 前後径が小さ くなっ たため

であ っ た．腫瘍の 上 気道閉塞は明瞭で ， 迅速な気

管切 開に よる気道確保の 可能性はあ っ た もの の ，

腫瘍の 顔面破壊お よび胎児水腫 の ため救命する の

は不 可能と思 われ た．

　　　　　　　　　 結　 　語

　妊娠 24週に初めて検出 した ， 羊水過多症および

胎児水腫 を来 した 「上顎体」の 症例を報告した．

腫瘍の 形態を MRI に よ り詳細 に検討 し ， 胎児口腔

内に限局 して 増大 したた め
， 気道確保が困難 と考

え られ た．腫瘍は著明な AFP 上 昇を来 して お り，

特に羊水に反映 して い た ．胎児は著明な胎児水腫

を来 して お り，胎児の状 態を胎児血流計測 より予

後不良と判断した．自然経過 をみて い た とこ ろ ，

妊娠28週 に経腟分娩にて 母体を損傷する こ とな く

娩出 し， 児は その 直後に 死亡 した．
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