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Abstract　 We 　report 　here　a 　case （，f　extrauterine 　elldometrial 　stl
’
olllal 　tunlor　in　 a 　39 −year−old 　Japanese

wonlan ，　Laparot．て，my 　revealed 　a 　malfs 五st−sized 　cystic 　mass 　located　retroperit 〔｝neally 　and 　a ｛乳ia⊂1en 〔．　t．o 　the

ut．el・ine　cervix 　al｝d　extellding 　in　front　of　the　left　paJ
’
atnet，rium，　A 　total　hysl．erec しomy 　and 　bilateral　salpingo −

ooph ‘）rectomy 　was 竓〕e   〔〕rmed ．　A　fleshly　iτiural 　nodu 五e　was 　illcluded　in　the　hemorrhagic　cyst ，　N ｛〕 e 、項dence

of 　uteriIle 　tumor 　was 　noted ．　The 　tllmor　was 〔
・h 撚 raderized 　hisLdoglca皿y　by　a　Illonotonous 　proliferat，ion　of

round 　or　oval 　cells ，
　widely 　distributed　sIn 俎 vascular 　vessels ，　mi 旧 celhllar 乱嬬 ）ia　and 　low　Illitoti〔！11駟 res ，

Endometriotic　fc）ci　were 　fo聰md 　but　they　were 　llot 　associated 　with 　the　 neoplasm ．　Although　immurlohisto−

chemically α 一smootlh 　inuscle 　actin 　was 　lbuIld　to　be　difflユsely 　expressed 　in　tumor 　ceils
，
　no 　bundles　of 　ma −

Inen 旛 were 　u 且trastructurally　obselved 　in　the　cytoplasm 、　The　patient　is　well 　without 　recLHTe ！1t　disease　12

molUhs 　postoperatively．
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　　　　　　　　　 緒　　言

　子宮内膜問質腫瘍の ほ とん どは r宮に発生す る

が，卵巣，直腸膣靱帯や 後腹膜等の ｝
二

宮外の 臓 器

や組織 に も原発生 の 腫瘍 と して 出現する，子宮内

膜問質腫瘍 は組織学的 に結節 と肉腫 に分けられ ，

肉腫は さ らに低悪性度と高悪性 度 に分類 され
11

，

こ れ は 子宮体部に み られ る悪性腫瘍 の 約 5％ を占

める肉腫の 10％以 ドと低 い 発生 頻度を示す
』

．そ

の
・
方で ，子 宮外原発 の

．．f宮 内膜間質腫瘍 pri−

maly 　extrauterine 　en （】ometrial 　stromanulllor の

頻度は明 らか で は な い ． こ の 種の 腫瘍 の 報告 とし

て は ，1993年の Chalig　et 　al．に よる 臨床病理 学 的

検討が代 表的なもの として 挙げ られ，こ の なか に

は多 くの 興味ある知見が示 されて い る
二1／
．しか し，

こ の 報告に あ っ て も米国 Stanford大学 の 病理学

教室で 28年聞に集積した20例に過ぎない こ とか ら

判断する と， r宮外を原発 とす る 予宮内膜問質腫

瘍は 婦人科領域の なか で も極め て 稀な腫瘍 の ひ と

つ と考えられる．

　今回 わ れわ れ は，チ ョ コ レー
ト嚢胞 と子宮筋腫
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の 臨床診断で 開腹 し， 子宮外の 骨盤腔に発生 した

子宮内膜問質腫瘍の 1 例 を経験 し，病理組織学的

に詳細な検討 を行う機会 を得たの で ， 文献的考察

を加え報告する．

　　　　　　　　　症　　例

　症例 は39歳の 未婚の 未経妊婦人で
， 職業は看護

婦で ある．初経は 10歳 ， 月経は28日型整順で ， 期

間は 5〜7 日間で あ っ た．既往歴 ならび に家族歴に

特記すべ き事項は な い ．

　 1995年に受けた定期健康検診で骨盤腔に異常を

指摘 され ， 近医産婦人科を受診 し， 左側卵巣チ ョ

コ レ
ー

ト嚢胞の 臨床診断が得 られ経過観察中で

あ っ た．1999年夏頃よ り下腹部腫瘤感とそ の 圧痛

を自覚す る ようにな り， 2000年 6 月に同医で 行わ

れた超音波断層法検査で嚢胞の増大傾向がみ られ

た こ とか ら ， 同年 7 月 5 日， 熊本大学医学部附属

病院産科婦人科へ 紹介受診 とな っ た．

　 初診時 ， 外診にて 下腹部に臍下 1横指を頂点と

す る弾性 軟な腫瘤を触知し ， 双合診で ダ グ ラ ス 窩

に可動性不良な同腫瘤の 下端 を触れたが ， 子宮は

前傾前屈で正常大 を呈 して い た．経腟超音波断層

法検査にて
， 左側付属器領域に ， 正常大子宮の 後

壁に隣接する 128× 101x90mm の 輝度の 高い 充実

性髄 が認め られ，さらに 96× 60x41   の 勲

性腫瘤が接 して観察 され た．骨盤 部 MRI 検査 で

は ， T2強調画像 にて ダ グ ラ ス 窩に high　intensity

の 嚢胞性腫瘤が認め られ ， 内容は血液成分と考え

られた （写真 1 ）．さ らに ， 子宮の 前方に子宮筋 と

同程度の 信号強度を示す充実性腫瘤が み られ ， 子

宮 との 連続性が存在する と判断 した（写真 1 ）．以

上の こ とか ら ， チ ョ コ レー ト嚢胞 と漿膜 下子宮筋

腫の 臨床診断に て 保存的手術を目的に同年 8 月28

日に当科 へ 入院 とな っ た．

　入 院時 ， 身 長156．Ocm ， 体 重54．5kg， 体温 36．1

℃で ， 血圧98／69mmHg ，脈拍66／分整で あ っ た，子

宮腟 部細胞診 ならびに子宮内膜細胞診はそれぞれ

ク ラ ス 1， 陰性で あ っ た．

　 ヘ モ グ ラ ム な らびに血液生化学検査に異常所見

は認め られず， 血 沈の 亢進 もみ られなか っ た．腫

瘍マ
ー

カーで は ， CA125が 71．8U／m1 （正常 ：＜ 37．O

U ／ml ）と上 昇 して い たが ，
　 IDH は正 常範囲内で

あ っ た ．胸部 X 線， 排泄性尿路造影を含め た他の

検査 に異常は認め られ なか っ た．

　　 写真1　 骨盤部MRI 矢状断 n 強調画像

子宮（U＞と は 区別 され る嚢胞性 腫瘤 （← ）と充実性腫瘤

（← 一
）が骨盤 腔 を 占拠 して い る，こ の 写真 で は ， 両者

は個 々 に 存在す る よ うに読影さ れ る．

　 　 　 　 写真 2　 摘出臓器の 肉眼所見

子宮頸部の 左側 に 接 して 腫瘤が認め られ る．腫瘤は嚢

胞性 で 内部 に充実 性腫瘤 を容 れ て い る．子宮内膜 は平

滑 で あ る．

　9月 1 日，開腹術 を施行 した．骨盤腔内正中か ら

左側 にかけて後腹膜腔に過手拳大の嚢胞性腫瘤が

認め られた．同腫瘤は子宮頸部に接し， 左側子宮

傍結合織の前面に発育してお り， こ れによっ て広

間膜前葉が 著しく伸展し て い た．子宮温存を考慮

して手術操作を進めたが腫瘤 とその 周囲組織の新

生血 管が著明であ っ たこ とか ら ， 腫瘤のみ を摘 出

す るこ とは困難と判断し， 腫瘤を含め子宮と両側
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　　　　　　　　　 写真 3　摘 出腫 瘍 の 病理 組織所見

腫瘍（寧〉は 子宮の 傍結合織 と境界をなす が，腫瘍細胞が浸潤する所見が み られ ， 腫瘍

塞 栓（
一

→ ）も観 察 され る （A ）．多形 性を示す腫瘍細胞 は 密 に 増殖 し，腫瘍細胞間に 介在

す る 小型 の 血 管（← ）と硝予化が特徴的で （B ）， 出血 ・壊死も認め られる （C）．腫瘍（率）

との 連続性は ない が，子宮内膜症 （E）の 病巣が み られ る（D）．ヘ マ トキ シ リ ン ーエ オ ジ ン

染色，× 12（A ），x50 （B），
　 x25 （C），

　 x 　10（D ）．

付属器の 摘出術 を行 っ た．また
， 右側直腸腟靭帯

に ， 割面が灰 白色 ， 弾性やや軟 の 超拇指頭大の 結

節性腫瘤がみ られ ， これ も摘除した．摘出 した過

手拳大の 嚢胞性腫瘤の 内部には淡赤色で
一
様に充

実性 を示す腫瘤を容 れ， その割面 には 肉眼上 小さ

な出血巣が散在 して い たが ， 変性や石灰化等は認

め られ なか っ た（写真 2）．

　子宮頸部に隣接する主腫瘤の 重量は 265g で ， 嚢

胞壁 と内部に存在 した充実性腫瘤 は共に 同 じ腫瘍

細胞で構成され て い た．密 に増殖する腫瘍細胞の

子宮 頸部 へ の 浸潤が組織学的に確認 され （写真 3

A ）， 腫瘍細胞間に は子宮内膜の 螺旋動脈類似の小

血管が比較的豊富 に観察 された （写真 3B）．腫瘍細

胞は楕円形， 紡錘形か ら不整形の 形状 を示 し， 核

は 円形か ら類円形 で ， 細胞質は乏 しか っ た（写真 3

B）．一
部に は異型の ある細胞もみ られ たが ， 核分

裂像は 10強視野あた り2 個で あ っ た．さらに ， star −

burst　pattem と表現 される硝子化 を伴 っ た膠原線

維 の 増生 （写真 3B）， 出血や壊死 （写真 3C ）， そ して

腫瘍細胞自身の変性 ， さらには ， 腫瘍の 脈管侵襲

も認め られた（写真 3A）．また ，
こ の 腫瘍に接する

子宮頸部に は子宮内膜症 の 病巣が 認め られ たが

（写真 3D）， 腫瘍との 連続性はみ られず， こ の ほか

に右側卵巣 と直腸腟靭帯の 結節に も子宮内膜症が

観察された．子宮に は ， 径 5cm の 平滑筋腫 と子宮

腺筋症の 病巣以 外に特筆すべ き所見 はみ られな

か っ た．

　免疫組織化学的検討で は ，
ビ メ ンチ ン （DAKO ）

はすべ て の 腫瘍細胞 の 細 胞質 に
一様 に 陽性 を示

し， デ ス ミ ン （DAKO ）は
一

部の 腫瘍細胞に ， α
一
平

滑筋ア ク チ ン （DAKO ）は ほ とん どの 腫瘍細胞に
一

致 して 強い 陽性像 が認め られた（写真 4A＞．しか

し ， CD34 （DAKO ）は陰性で ， ケ ラチ ン （DAKO ）や

epithelial 　membrane 　antigen （DAKO ）の 陽性 細 胞

もみ られなか っ た．また ，
エ ス トロ ゲ ン 受容体

（ZYMED ）と プ ロ ゲ ス テ ロ ン 受容体（ZYMED ）の 陽

性が腫瘍細胞の核 に観察された（写真 4B ）．超微形

態学的観察で は ， 腫瘍細胞は 円形ある い は不整性

を呈 し ， 長径は 13〜20μm で ， 細胞質突起や basal

lamina は認め られ なか っ た，細胞質に は小型の 脂

N 工工
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　 　 　　 　 　 　 　 写真 4　 摘出腫瘍 の 免疫組織化 学 所見

α
一平滑筋ア ク チ ン が 腫瘍細胞 の 細胞質 に陽性 を示 す （A ＞．プ ロ ゲ ス テ ロ ン受容体が エ

ス トロ ゲ ン受容体 とともに腫瘍細胞の 核に陽性で あ る、メ チ ル 緑染色 ，
XlOO （A），

x100 （B）．

　　　 写真 5　摘出腫瘍の 電子顕微鏡所見

腫瘍細胞 の 細胞質に は細フ ィ ラ メ ン ト（← ）が散見され

る が ， dense　body や basal　laminaは 認め られない ．そ

の ほ か に，オ ス ミウ ム 好性 の 脂質顆粒 や細胞辺縁の

micropinocytotic　vesicles も観察され る．　 N ：核．ク エ

ン 酸鉛 ＋ 酢酸 ウ ラ ン 染色，× 15，000．

質顆粒 や細 フ ィ ラ メ ン トが存在 し ， 細胞膜に mi −

crOpinocytotic 　vesicles が 観 察 さ れ た が ，
　 dense

body は認め られなか っ た（写真 5）．

　以上の 所見か ら
， 本症例は子宮外に発生 した低

悪性度子宮 内膜間質肉腫 と診断した．患者は術後

18日目に退院し， 現在12カ月を経て再発な く順調

に経過して い る．なお ， 追加治療は行 っ て い な い ．

　　　　　　　　　考　　察

　子宮外に発生する子宮内膜問質腫瘍の 発生頻度

は先述 した ように極めて低い と考え られ る．この

こ とか ら， その 組織診断にあた っ て は慎重 な判断

が必要 とされるが ， 鑑別疾患 として 平滑筋腫瘍が

挙げられ ， さらに臨床的に予後 を反映する こ とか

ら悪性度の 決定が重要な点となる．

　増殖期子宮内膜問質細胞類似の 腫瘍細 胞の 増殖

と螺旋動脈様の 細血 管の 介在 の ほか に ， 出血や硝

子化， 壊死 に伴っ た泡沫細胞の 集簇 ， 腫瘍細胞 の

性索様配列， 腺細胞へ の分化等が本腫瘍 の 組織学

的特徴で あ り， 平滑筋腫瘍 と識 別す る所見 で あ

る
2｝3）

．また ， 子宮内膜間質腫瘍で は平滑筋細胞 へ

の分化に遭遇するこ とが多 い が ， 逆に平滑筋腫瘍

で 子宮内膜間質腫瘍の 成分を観察するこ とは非常

に稀で あ る．こ の こ とか ら，Silverberg　and 　Kur一

  は 両者の 成分 を有する腫 瘍で は子宮内膜 間

質腫瘍 として取 り扱 うこ とを強調 して い る
2，
，免

疫組織化学が間葉系腫瘍の診断に しば しば用 い ら

れるが ，
こ の ふ たつ の腫瘍の 鑑別に限 っ て は必ず

し も有効な手段 とは ならない
2｝
．今 回 の 症例で も

示 され た ように ， 子宮内膜間質腫瘍で はデ ス ミ ン

や α
一平滑筋ア クチ ン が陽性 を示す症例の 存在が

指摘 されて い る
4）5）．また ， 本来平滑筋に特異的に

発現する α
一平滑筋ア クチ ンが正常の 子宮内膜間

質細胞
fi＞
や乳房の培養問質細胞

6＞
に も発現する こ と

が示 されて い る．そこで ， わ れわ れ は今回の 腫瘍

につ い て電子顕微鏡に よる観察を行 っ た結果， 平

滑筋腫瘍に特徴的な所見である細 フ d ラ メ ン トの

束で ある dense　body は確認されなか っ た．

　子宮に出現する本腫瘍の悪性度判定， すなわ ち

子宮内膜問質結節 ， 低悪性度子宮内膜間質肉腫 ，

高悪性度子宮内膜問質肉腫の 鑑別に は
， 腫瘍の 正

常の 周囲組織へ の 浸潤や脈管侵襲の 有無 ， 腫瘍細

胞の 核分裂数 と異 型の 程 度か ら判断す る Nonis

and 　Taylorの 基準
L）
が一般的で ある．　 Young 　et　aL

N 工工
一Eleotronlo 　Llbrary 　
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は卵 巣に発生 した r・宮 内膜間質腫瘍に つ い て 彼 ら

の 診断基準 に準拠 して判断し， こ れ が予後 を反映

して い る こ とを示 し て い る
7 ）

．しか し， Challg　et

a1．は卵巣原発 を含めた子宮外 の こ の 腫瘍で は核

分裂数 も細胞異型の 程度 も患者の 生死 ， 無病期間

や再発の 回数 との 関連は な い と して い る
tl

．

　 r宮由来の 低悪性度 r宮内膜問質腫瘍 の 約30％
は r宮外 に病 巣が 及 ん で い る こ とか ら

：1

， 」
 

宮外

に病巣が認め られ る症例で は 」
二宮由来であ る こ と

を まず完全 に除外する必 要が あ る．今回の 症例で

は 子宮 に は 壬宮筋腫 と ∫
・
宮腺筋症以 外の 病変は認

め られず ， 他の 組織 に由来 した と考えられ る．腹

膜 と ミュ
ーラ ー管臓器は 発生 の 初期段階で 起源を

同 じくする こ とか ら ， 腹膜の 中皮細胞か ら化生
胃 1

を

経て子宮内膜閭質腫瘍が 発生す る過程が 考慮 され

る
ldl
．その

・
方で ，骨盤 内に 発生する こ の 類 の 腫瘍

の 母 細 胞 と し て IL宮 内 膜 症 が 挙 げ ら れ て い

る
湖 171

．本腫瘍の 発生部位は卵巣 ， 直腸腟靱帯，

後腹膜や 腸 問膜等で
＋’11／T／

， 特に卵 巣の 発生頻 度が

高ぐ
／
， これ らは r宮内膜症の 好発 部位と ・致す

る．また，他の 肉腫が 比較的高齢者に み られ る な

か で ， チ宮外 の 子宮 内膜問質腫瘍は比 較的若い 年

齢層に 認め られ る
‘ 13下 1

．今回の 症例 で 確 認 された

子宮内膜症病巣と本腫瘍 との 連続性 は確認されな

か っ たが，発生部位や 発症年齢は上記の 報告に
・

致 す る ，さ ら に
， 腫瘍がチ ョ コ レ ー ト嚢胞様腫瘤

の なかに充実性 部分 を含む特異な形状で あ っ たこ

とも子宮内膜症 との 関連性 を臨床 的に示 唆する．

先の Charig　et　al．が報 告 した20例 の なか で ，わ れ

わ れの 症例 と同様の 肉様の 充実牲結節を内包す る

出1血［性嚢胞が 3 例 に 認め られて い る こ ど
1

は 大変

興味深 い ，

　 r一宮内膜間質腫瘍に 対す る治療は子宮内外の 発

生 部位の 別な く手術療 法が 第
・
で あ る ．また，化

学療 法や 放射線療法 の 効果が 懐 疑的 で あ る なか

で，不完全 手術症 例や再発症例に対する寛解を 目

的 とした プ ロ ゲ ス テ ロ ン製剤 に よる内分泌療法の

有効性が指摘 され，事実 再発率が高 い なか で 5 年

を越 える長期生 存が報 告され て い る
／’／11b，／

． しか し
，

完全 壬術症例に対する補助療法 と して の プ ロ ゲ ス

テ ロ ン の 意義は定か で はない ．今回 の 症例 は
．
r一宮

摘出を併行す る こ とで 手術 に より腫瘍は完全 に摘

除 された．免疫組織化学的に プ ロ ゲ ス テ ロ ン受容

体の 発現 が腫瘍細胞に確認 されたが ， 低悪性度で

あ る こ とか ら内分泌療法を行わず に現在経過観察

を行っ て い る． しか し， 低悪性 度にお い て も，特

に r宮外 の 腫瘍 は f一宮内 の 臆瘍に比 べ て 「鳴 §の 頻

度が高 く， か つ 長 い 年数 を経 た後の 肺 へ の 遠隔転

移等が 報告され て い る こ とか ら
」．

， 今後 長期 に わ

た る厳 重な追跡が必要で ある．

　 本症例 の 組織診断に あ た り，貴 前な ご助 ，罫を頂い た 米国

Ma ！yland 大学 病 ∬旺学 教 室 Steven　G．　Silverk〕erg 教 授 な らび

に ス ペ イ ン BarcelOIla大学病理学教室 』aime 　Prat教 授 に

深謝 111し ヒげます，
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