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診断時根治術 を施行 した新 生児肝芽 腫 の 1例
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1　 17 生 日の 女 児．肝 右葉か ら突出す る 9c 皿 大 の 腫瘤 を認 め ，　PRETEXT 　H の 肝芽腫の 術

…前診断で 27 生 日 に肝 右葉切除術 を施行 した，術後は JPLT −2 （日本 小児 肝 が ん ス タデ ィ

iグル
ープ）に規 定され た投 与量 を減量 し て low 　Cl’rA を施行 し，明 ら か な副作用は認めず

完 了で きた．全 身状態 を充分考慮 した ，診断時外科的 根治術 も有 効 か つ 安 全 な 治療 法で

1 あ る と考え られ る，

Key　words ：肝 芽腫 ，新 生児，化 学療法，診断 時根治術

は じめ に

　新生児期 に 発見され る肝 芽腫症例は 3．5％ 程度

と比 較的稀 で あ る
D
．今囘 新生児期 に 発見 され，

一期的 に腫瘍切除を行い ，術後に化学療法 を行 い

治癒せ しめ た症例 を経験 し た ，新生児期症例の 治

療法に つ い て 文 献的考察を加え報告する ．

症　 　例

症例 ： 17 生 日 T 女児

主訴 ： 皮下出血 斑，黄疸，腹部膨満

現病歴 ：妊 娠歴 に特 記 す べ き こ とな し．妊 娠 38

週 3 日，回旋異常 の た め 吸引分 娩に て 出生 ．出生

体重 3586g ．出生時 よ り，足 底 t 右鼡径部 に皮 ド

出血斑を認め た．2 生 日よ り黄疸に対 し光線療法

を受けた．皮 ド出lfi1斑が拡大傾向 にあ り，4 生 日

に 前医 へ 紹介 ，腹 部超音 波検 査 に て 直径 6cm の

hypoechoic 　lesionが あ り，保存 的に 加療 され て

い た．超音波に て 経過観察 され て い た が，AFP 高

1） 九州 大学大学 院医学研 究院 小 児 外科
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値で あ り，血 腫と され て い た部分が モ ザ イ ク パ タ

ーン を示す よ うに な り，造影 CT で も周 辺 が増強

され 内部は低吸収 を示す 腫 瘤 で あ っ た た め 肝芽腫

が疑わ れ，当院へ 紹介 とな っ た，

入 院時現 症 ；体重 3730g ．右肋骨 弓下 に約 10cm

の 弾性 硬な 腫 瘤 を触知，可 動性不 良で ，表面は 不

整で あ っ た ．右鼡 径 部に 3 × 5cm の 皮下出血斑 を

認めた ．

入 院時 検査所見 ： 白血球 19，820 　／　nc　1，ヘ モ グ ロ

ビ ン 7．8g ／dl，血 小 板 56．7 × 10ツ μ 1，総 蛋 白

6．6g ／d1，アル ブ ミ ン 4．3g ／dl，　 LDH 　519U ／1，

ALP 　275　U ／1，γ
一GTP 　I　921J ／1，総 ビ リル ビ ン

9．5mg ／dl，直接 ビ リ ル ビ ン 1．5mg ／dl，　 AST 　31

U ／L，ALT 　8　U ／L ．1’T 　9．9 秒 （コ ン ト ロ
ー

ル 12．3

秒），APTT 　41．6 秒 （コ ン トロ ール 34．7秒），フ ィ

ブ リ ノ
ーゲ ン 194　mg 　／dl，　 AFP 　318，009rlg／ml ，

AFP −L3 分画 85．1％
，
　 PIVKA −II　383 　mAU ／ml ，

フ ェ リチ ン 573．6ng ／ml ，　 hCG 　O．5mlU ／ml 以 下

MRI （20 生 日）1 肝右葉 S5，　 S6 よ り尾側 へ 突 出

す る 9 × 7　cm 大の 巨大な腫瘤を認め る ．内部は ，

Tl ，　 T2 と も延 長し，中心 部は 出血 を思 わ せ る T1

短縮 を伴 っ て い た．他臓 器 へ の 浸潤は 認め な か っ

（30 ）
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図 1MRI 画 像

肝右葉 か ら 尾 側 に 突出 し た 9 × 7cm 大の 腫 瘤 （△ ）あ り．

腫瘤内部 に は 出 血 し た と 思 わ れ る T1 短 縮 を 認 め る．

図 2　 手術所見

腫瘍 （▲ ）は 肝右葉か ら尾 側 に 突出す る よ うに 発育 して

お り，被膜の破綻は み られなか っ た．

た．（図 1）

　以 上 よ り肝芽腫 （PRETEXT 且 ）が 最 も考 え ら

れ た ．DIC など の 徴候 な く，全 身状 態 は 比較 的 良

好で あ り，比較 的安全 に 肝切 除 卩J能 と判断 し，手

術 に て 一期的に 切除可能で あ る と判 断し，手術 を

先行 させ る こ と とした．

手術所見 （27 生 日）； 肝右葉 か ら尾側に 突出す る

図 3　 組 織所見

腫 瘍 細 胞 は 止 常肝 に 似 た 索状 配列 を 呈 し て お り高分

化 型 肝芽腫 の 所見 で あ る ．
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図 4　 治療経過

1（）wCITA （dayl ；CDDP ：40mg 加 ヲday，　day2 ；THP −

ADR ：30mg ／m ヲday）は 各 々 30，30，40，50 ％doseと し た．

よ う に 腫瘍は 存在 した，肝被膜 を破 り露出し て い

る 所見 はな く，周囲臓 器 へ の 浸 潤 も認 めず型 どお

りに肝右葉切除術 を施行 した （図 2 ），術中出血 量

は 400g ，手術時 間は 3時問 16 分で あ っ た．術 中

に右上 葉無気肺を生 じたた め術翌 目抜管 と したが，

全身状態は安定 して お り，肝 機能 も術後 5 日 目 に

は正 常化 した．経 口 摂取も術後 3 日目か ら再 開で

きた．

　病 理組織 診断 は 高分化 型 肝 芽 腫 で あ っ た （図

3 ）．

術後経過 ： 術後化学療法 と して 10w　CITA （Dayl ；

シス プラ チ ン （以 下CDDP と略す）：40mg ／エn ヲday ，

（31 ）
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Day2 ；TI　IP一ア ドリア マ イシ ン （以 ドTHP −ADR

と略す ）二30mg ／n17day ）を減量 し て 4 回 （30％

量，30 ％ 量 ，40 ％ 量，50％ 量）施 行 し，治 療 を

終 rした ．明 らか な 副作用は な く．AFP 及び L3

分画も順調に低下した （図 4）．術後 1年 を経過し

て い るが再発を 認め て い な い。

考 　　察

　 肝 芽腫 は小 児期にお け る肝臓 に発生す る悪性腫

瘍 と して最 も頻度が 高 い が，新生 児期の 発見例は

3．5％ 程度 と稀で あ る
⊥ ，．本邦で は 2003 年に渡邉

2 〕

が ，2006 年に 春本 ら
3／
が 新生児 肝芽 腫 または 先 天

性肝芽腫症例 と し て 集計 し報 告 して い る．今回 白

験例を含め た 28 症例に つ い て検討 した （表 1）．

多 くは腹部 腫 瘤を主 訴と し．胎児診断例は 春本 ら
：’ ，

と 山 本 ら
b

の 2 例 の み で あ っ た，出生体重 は 平均

3009 ± 530g ，在胎週数 も 37 週 か ら 41 週が 半

数を 占 め て お り，成熟児，満 期産 と して 出生す る

患児 が多 か っ た．病期は検 索 し得た 18 例で は 1

期か ら 皿 期 ま で が 各 5 例 （28 ％）．5 例 （28 ％）．7 例

（39％）ず つ あ り．遠 隔転 移例 は 1 例 で あ っ た ．

JPLT −2 の 中間報 告で は ，遠 隔転移症例が 解析 さ

れ た 83 症例 中 18 人報告 され約 1／4 を しめ る こ と

に 比較す る と
Lb］
．新生児 で は 遠隔転 移 例が 少 な い

と言え る ．病理所見は ，高分 化 型が 15 例 と 65 ％

を 占めた ．

　肝芽腫の 治療に お い て は腫瘍の 完全摘 出が重要

で あ る ，摘 出不 能例で あ っ て も術前化学療法に よ

っ て 摘出可能 と な る こ と が 明 らか にな っ て き て お

り，初回手術時に 生検を選択するか ，摘出を選択

す る か は議論の ある と こ ろ で ある
鋤

．本邦 にお い

て 新生児期 に術 前化学療法な しで腫 瘍 切 除 した 群

で は 17 症例 中 15 症例で 生存 して い た．報告例に

おけ る 術 前 の 全 身状態が 明 ら か で な い た め ，ど の

よ うな判断で術 前化学療法と手術 の 選択を した の

か 詳細 は 不明で あ る が ，術前，術後の 化 学療法は

各 々 9 例 （35％）， 12 例 （52％）に 施行 され て い る

（表 1 ）．プ ロ ト コ ール 名 の 記 載 は な い も の の

CDDP と THP −ADR を用 い た治療が行 われ て い る

症例が多か っ た．また，術前後 の 化学療法を施行

せ ず に 外科 的切除 の み で 再発 を 認め て い な い 症

例
胴 〕 bM ・）Y〕LL）］，i：］h，）L／／）

も 9 例報告 されて い る．予 後に

関し て は ， 短期 間の 観察期間 の 症例が 多い た め
一

概 に は 言え な い が，外科 的に 切 除で きた 24 症 例

にお い て 死亡症例は 3 例あ り，そ の 原因 は肺浮 腫，

肺転移，核黄疸，誤嚥で あ っ た。術 前精査 中に腫

瘍破裂した 症例
zz｝

や ，待機 中に状態が悪 化 し死 亡

した 症例
1tt

も報告され て い るが，摘 出例 にお け る

周 術期の 死 亡 例 は 肺浮 腫 の 1 例
P

の み で あ り，腫

瘍の 完全摘 出が 卩∫能で ，周 術期管理 が 良好で あれ

ば，予後は 良好で あ る．海外報告例で は Schweinitz

の Review で は詳細は不 明 な も の の ，新生 児肝 芽

腫症 例 6 例 中，4 例が primary 　resection を受 け

tumor 　freeで あ る と記載 し て お り
t’t ）

，　 Sirota らは

腫瘍破裂で 2 生 日 に腫瘍切除 し，術 後経過 良好 で

あ っ た症 例を報告し て い る
t’／11
．ま た，新生 児期を

含め 生後 3 か 月以 内の 肝 腫 瘍 症 例 26 例 に て，肝

芽腫 4 例を 含め 13 例が 肝切 除を受 け，Kasabach −

Merrit症候群を呈 した 血管内皮腫症例 が術死 して

い る が ，他は 経過良好 で あ っ た
／C／）
．肝切 除後 の 死

因と して は ベ ー ス に ある瀚i固異常，出血．心不 全

が 重 要な 因子 で あ る と考 え ら れ ，新 生 児期で も循

環動態が安 定し て お り，凝固 異常が なけれ ば肝 切

除は 治療手段 と し て 有効 と考え る．

　 JPLT −2 で は 乳児 で は 月 齢に 合わせ て薬 剤 投 与

量を減量し，5 生 月以 下の 症例 で は 30％ 量 に減 量

す る よ う勧告 され て い る ．我 々 も こ れ に従 い 薬剤

量を決定 したが，明 らか な副作用 は 認め な か っ た．

藤野 らは 25 〜 33％ 量を投与 して お り，軽度の 心

機能低下以外 の 副作用 が 無か っ た ことを報告 して

い る
‘
．L）
．ま た ，仲田 ら

L；t）
は，　 JPLT −2 の プ ロ ト コ ー

ル を用 い て い る が 15％ か ら 20 ％ と減 量 して 投与

し，副作用 な く腫 瘍縮小 を得 ，腫 瘍 摘 出 を可能 に

した と報告 して お り，新 生児症 例で も有効 と考え

られ る ．

　新生 児期の 肝芽腫は稀 で あ る こ とか ら，診断の

困難 さが 問題 とな る．肝血管内皮腫 との 鑑 別が 困

難で あ っ た 症例
L’　lb

も報告 され て い るが，本症 例で

は ，AFP が 高値で あ り，肝芽 腫 を強 く疑わ せ る所

見で あ っ た．木症例で は AFP −L3 分画が 高 く，今

後肝芽腫 の マ ーカーと し て の 有用性が 期待 さ れ る．
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おわ りに

　新生 児期に発症 した 肝芽腫 の 1例 を経験 した，

自験 例 は PRETEXT 　I工 で あ っ たが
一
期的 に根治

術を 先行 し術後化 学療法 を減量 して施行 し，副 作

用 無 く完 了 で きた．全身状態 を充分 考慮した診 断

時根治術 も有効か つ 安全 な治 療法 で ある と考え ら

れ る ．
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A  caseof  a neonatal  hepatoblastoma

by primary  radical  operation

treated
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 We  treated  a  17-days-old girl with  hepatic mass  of  9cm  in size  protruded  from  right  hepatic

lobe, which  was  preoperatively  diagnosed  a  hepatoblastoma  categorized  as  PRETEXT  ll . She

underwent  right  lobe hepatectomy at  27-days-old  Postoperative chemotherapy  with  a modified

regimen,  ]ow  CITA,  in which  dosage  was  reduced  following the  JPLT-2  protocol, was  prescribed
without  any  obvious  side  effects.  Primary  resection  under  appropriate  condition  is an  alternative

treatment, which  is safe  and  effective.

Key  words  : Hepatoblastoma, neonate,  chemotherapy,  primary resection
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