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                         and Hiroaki KONYA 
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                        (Director : Prof. Dr. T. Kusunoki) 

   A case of interstitial cell tumor of the left testis in an eleven year old boy with 

bilateral gynecomastia, atrophy of the right testis, small penis and female-like skin is 

reported. 

   No pseudopsychosexual precocity commonly seen in prepuberal case was noted except 

for rapid growth in height and weight and slight occurence of pubic hair. 

   Urinary  17-K  etosteroid excretion was within normal range. Friedman reaction was 

negative. Estrogen excretion was not determined. 

   The specimen demonstrated both macroscopic and microscopic characteristics of inter-

stitial cell tumor of the testis. 

   So far within two months after orchidectomy, the right testis is rapidly increasing in 

size. But other changes are not yet remarkable.

睾 丸 間質 細 胞 腫 は 極 め て稀 な疾 患 と され て お

り,欧 米 文 献 で はSacchi(1895)の 報 告 以 来

135例(Gerwigeta1.,1964)と 云 わ れ,本 邦

で は緒 方,金 子(1917)の 報 告 以 来 僅 か 数 例 で

あ る.こ の 腫 瘍 は,思 春 期 前 後 で は 概 ね 内分 泌

学 的徴 候 を 異 にす る点 興 味 が あ る.最 近 我 々 は

11才 の 男 児 で,普 通 思 春 期 後 の 本 症 に現 れ るべ

き女 性 化 乳 房 を 伴 つ た1例 を 経 験 し た の で,そ

れ を報 告 す る と共 に若 干 の 考 察 を 試 み た い.

症 例

宮○武○,11才 の男子.

家族歴=特 記す る事 はない.

既往歴:満 期安産,妊 娠 中母親 はホル モソ療法を受

けていない.生 後6ヵ 月 目に右鼠径 ヘル ニヤの手 術を

受けた.流 行性耳下腺炎,外 傷 の既往はない.

主訴=左 陰 糞内容 の腫大,及 び両側乳房の腫脹.

現病歴:昭 和38年9月(10才10カ 月),両 側乳房が

腫脹 して来 るのに気付 き,又 某医で左陰嚢 内容の腫大

及び右肇丸の発育不全 を指摘 され,昭 和39年5月,精

査 の 目的で当科を受診 した.食 欲,睡 眠は良好,便 通

1日1回,排 尿障害はない.排 尿回数は昼間5～6回,

夜間0～1回,性 格は内向性,女 性的であ る,

現 症=体 格は年令に較べて大で,身 長161cm,体 重

48kg,栄 養良好,皮膚が極めて繊細で,女 性様である.

腋毛の発育 はないが,か すかな陰毛 を認め る.胸 部で

は著 明な両側女性化乳房を認 める(第1図)胸 部打

聴診上異常な く,腹 部の理学的所見 も正常であ る.外
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陰部所見では,陰 茎が同年令のそれに較べて小さい.

聖 丸は両側共陰嚢内にあ り,左 睾丸は胡桃大 で 表 面

平 滑.弾 性硬,畢 丸感,圧 痛がな く,非 透光性であ

る.右 睾丸は大豆大で萎縮性.弾 性硬 ・睾丸感 あ り,

圧痛はない,両 側の副宰丸,精 索及び 前立腺 の大 き

さ,性 状に異常はない,

検 査 成 績 ・

血 圧=130～50mmHg,血 沈:1時 間値5mm,2時 間

値12mm.

血 液 像:赤 血 球 数410×104/MM3,血 色 素 量83%

(ザ ー リー値),白 血 球 数6250/mm3で,白 血 球分 類

に 異 常 は な い.

血 液 化 学 所 見;UreaN10mg/d1,Na146mEq/L,

K4.2mEq/L,C1107mEq/L,Ca10.2mg/d1,P4.9

mg/d1.

尿 所 見:黄 色 清,酸 性,蛋 白(一),糖(一),ウ

ロ ビ リノ ーゲ ソ正 常.沈 渣:赤 血 球(一),白 血 球

(一),上 皮 細胞(士),塩 分(一),円 柱(一),

細 菌(一)

肝 機 能 所 見:Totalprotein7.99/d1,Kunkel4

U,,G.P.T.9U,.

内分 泌 学 的 所 見.尿 中17-KSは 術前3.3mg/24hr.,

術 後7日 目及 び10日 目Omg/24hr.,17-OHCSは 術 前

4.2mg/24hr.術 後10日 目4.9mg/24hr.,Friedman反

応(一),B.M.R.十20%,Thorn'stest-90%.

レ線 所 見=

トル コ鞍 は 正 常 で あ る.胸 部 及 び腹 部 単 純 撮 影 で 異

常 は な い.気 体 後 腹膜 撮影 を 併 用 した 排 泄性 腎 孟 像 で

は 両 側共 排 泄 良 好 で,上 部 尿 路 に 異常 な く,又 副 腎 肥

大 も考 え られ な い.局 所 及 び 腹 部 の リン パ管 造 影 に よ

つ て も,転 移 巣 の 像は 認 め られ な い.

臨 床診 断:以 上 の所 見 よ り内 分 泌活 性 を有 す る睾 丸

腫 瘍 と診 断 し次 の 手術 を 行 つ た.

手 術所 見:左 鼠 径 部 料 切 開 を お き,左 陰 轟 内容 を 創

外 に 脱 出 させ た が,周 囲 との 癒 着 は 無か つ た.次 に 精

索 を上 方 に た ど り,鼠 径 管 を 開 き後腹 膜 腔 の入 口に 達

した が,こ の周 辺 に腫 瘍 を認 め な か つ た.故 に 単 な る

左 高位 除 窒 術を 行 い,且 つ 左 乳 腺 よ り試 験 切 片を 採 取

した.尚 対 側 聖 丸 の生 検 は別 の 機 会 に 行 つた,

捌 除標 本;重 星 約159,胡 桃 大(4.0×3.2×2.5cm)

で,被 膜 に被 わ れ て表 面 は平 滑 であ る(第2図)割

面 は 正常 睾 丸組 織 と思 わ れ る部 分 が な く,全 部 が黄 褐

色,弾 性 硬 の実 質 性腫 瘍 塊 で 占め ら れ て い る(第3

図)

組 織 学 的 所 見:極 く一部 に圧 迫 され 萎 縮 に 陥 つた 精

細 管遺残が見 られ るが,正 常の聖丸組織はな く,一 面

に腫瘍細胞で 占め られてい る(第4図)即 ち大部分

が間質細胞に類似の多角形又は紡錘形の大型細胞であ

り,こ れ らが結合織性の間質に隔て られて蜂窩状或は

不規則な集団をな して増 殖 している.原 形質はエオジ

ソ嗜好性で細穎 粒状或は胞状 であ る.部 分 的に褐 色色

索,空 胞形成を認める.核 は中等度 の大 きさで,や や

偏在 し,核 小体は鮮明である(第5図)脂 肪染 色で

は脂肪陽性であ る(第6図)Reinke'scrystalloid

は確認出来なかつた.

乳腺の生検像;硝 子化 した結合織 中に拡張 した輸 出

管がみ られ,そ の上 皮は多層化 し,周 辺 に少数 の リソ

パ球浸潤を認め る.

対側聖丸の生検像(術 後)=曲 精細管の一部は管腔

が狭 く,精 細胞系 の層が 同年令の肇丸組織に較べて貧

弱で,精 子形成 は未だ乏 しい.全 般的に言つ て軽度の

萎縮聖丸の像 である(第7,8図)

組織学的診断:睾 丸間質細胞腫

術後経 過=経 過は良好で術後13日 目に退院 した.術

後2ヵ 月 目の観察 では,術 前大豆大であつた対側睾丸

が小指頭大 近 くまで発 達してお り,女 性化乳房は発育

が停 止 し軽度 の縮少を示 してい る.し か し陰茎の大 き

さ,そ の他 には未だ著変がな く,今 後の経過に期待 し

ている.

考 按

睾 丸 間 質 細 胞 腫 はSacchi(1895)の 第1例

報 告 以 来,外 国 に 於 い て は ユ35例(Gerwiget

a1.,1964),本i邦 に 於 い て は ,我 々 の 知 る 限 り

で は5例(緒 方,金 子,ユ917;斉 藤,1957;中

村,1958;入 沢 ら,1964)を 数 え る に 過 ぎ な い

稀 な 腫 瘍 で あ る.即 ち 睾 丸 腫 瘍 そ の も の が 少 い

も の で,人 口10万 人 に2～3人,男 子 悪 性 腫 瘍

の0.5～2.0%で(Dixon&Moore,1952;

Collins&Pugh,1964),そ の 睾 丸 腫 瘍 の95%

は セ ミ ノー ム,奇 形 腫 等germinalce11由 来

の も の で あ り,間 質 細 胞 腫,Sertoli細 胞 腫 等

non-germinalcel1由 来 の 腫 瘍 は5%に 過 ぎ な

い(Gerwigeta1.,1964).そ の う ち 間 質 細 胞

腫 の 占 め る 割 合 は 全 峯 丸 腫 瘍 の0.8%(Lew-

is,1948),1,2%(Dixon(GMoore,1953) ,

3.2%(Melicow,1955),2%(Wardeta1.,

1960),1・4%(Collins(旦Cameron,1964)と

云 わ れ て い る.
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第1図.両 側女性化乳房.
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年 令 的 に は1才 か ら82才 迄 全 年 代 に亘 つ て報

告 され て い るが,成 人 で は25～35才 に比 較 的 多

く.思 春 期 前 で は3～6才(Bishopeta1り1960

;Savardetal.,1960),或 は5～10才(Da1-

gaardcGHasslberg,1957)に 山 が あ る と云 わ

れ て い る.Bateseta1.(1954)に ょる と,思

春 期 を境 に小 児 対 成 人 の比 は 略 々1:2で あ

る.

睾 丸 腫 瘍 の誘 因 と して停 留 睾 丸 は一 般 に認 め

られ て お り,Campbe11(1959)も 睾 丸 腫 瘍 の

約11%は 停 留 聖 丸 に発 生 し,そ の発 生 率 は正 常

聖 丸 の約50倍 の高 率 で あ る と云 つ て い る.間 質

細 胞 腫 に つ い て も,Blundoneta1.(1953)は

文 献 上45例 の うち13例 に停 留睾 丸又 は萎 縮睾 丸

との合 併 を認 め て い る.我 々の症 例 で は停 留 睾

丸 は な か つ た が,左 睾 丸 は大 豆 大 で萎 縮性 で あ

つ た.停 留睾 丸 は と もか く,対 側睾 丸 の萎 縮 は

後 述 す る様 に,本 症 の 内分 泌学 的症 状 の一 つ と

して 現 れ る もの で あ り,本 症 の誘 因 と 云 う よ

り,間 質 細 胞 腫 の 結果 と して 注 目す べ き'もの と

考 え られ る.我 々の症 例 に 於 い て も,生 後6カ

.月目に 同 側 の ヘ ル ニヤ 切 開 術 を 受 け てお り,こ

れ が 不首 尾 で あつ た た め の 睾 丸 の 発 育 不 全 も考

慮 しな け れ ぽ な らな い が,腫 瘍 捌 除 後,残 存 睾

丸 が 順 調 な 発 育 を 示 して い る処 か ら,間 質細 胞

腫 に よ る萎 縮 睾 丸 と考 え られ る.

外 傷 も睾 丸 腫 瘍 の誘 因 と して 重 要 で あ るが,

間 質 細 胞 腫 の 報 告 例 で 外傷 が誘 因 と考 え られ た

記 載 は 見 当 らな い.

尚動 物 にestrogenそ の 他 を投 与 して 実 験 的

に 本 腫 瘍 を 発 生 させ た報 告 が幾 つ か あ る(Gray

eta1.,1950;Gardner&Boddaert,1950;

GrabstaldetaL1951;Andervontetal.,

1957;Gunnetal.,1963;Haddowetal.,

1962).

この腫 瘍 は 一 側 性 に発 生 す る のが 原 則 で あ る

が,両 側 性 の もの もGarvey&Daniel(1951),

StaubitzetaL(1953),Hedinger(1954),

Rezek&Hardin(1955)等 少 数 の 報 告 が あ

る.又 睾 丸 外 部 に発 生 す る労 睾 丸 性 間質 細 胞 腫

も あ る(Barrett,1957;McDonald&Cal-

ams,1957).

本 症 の初 発 症 状 は多 くが 一 側 の陰 嚢 内 容 の無

痛 性 腫 大 で あ るが,こ れ に 伴 う 内分 泌学 的 変 化

が 思 春 期 を箋 に態 度 を 異 にす る点 が 特徴 的 で あ

る.思 春 期 前 の発 病 で は早 熟 現 象(pseudops-

ychosexualpr㏄ocity),即 ち身 長 体 重 の急 増,

性 器 の異 常 発 育,腋 毛 陰 毛 等 の発 育,筋 骨 の発

達,骨 端 閉 鎖,声 変 り,1ibidoの 発 現 及 び 座

瘡 等 が あ り,又 性 格 或 は行 動 の 上 で は約 半 数

(Bishopeta1,,1960)に 粗 暴 性,攻 撃 性,反

社 会 性 を 帯 び て 来 る等,一 連 の``abnormal

accentuationofmaleness,,が み られ る のが

普 通 で あ る.尿 中17-KSは 症 例 に よつ て そ の

値 に著 しい 差 異 が あ るが,一 般 に増 量 し て お

り,且 つ 腫 瘍 捌 除 に よつ て減 少 し或 は 正 常 値 に

復 し て い る もの もあ る(Jungcketal.,1957;

Bishopetal.,1960;CaminetaL1960;

Savardetal.,1960).我 々 の症 例 に 於 い て も

既 に 示 した 様 に,そ の傾 向 が み られ る.又 既 に

転 移 が あ つ た ため 腫 瘍 別 除 後 も著 し い上 昇 を示

した 報 告 も あ り(Wardeta1.,1960),本 症 と

17-KSの 密 接 な 関 係 が うか が わ れ る.一 方 思 春

期 以 後 の 発 病 で は,恐 ら くendorganが 既 に

完 成 して い る た め か(Caminetal.,1960)内

分 泌 学 的 変 化 を 示 さ な い場 合 が か な りあ り,又

逆 に 女 性 化 乳 房,1ibidoの 減 退,対 側 睾 丸 の萎

縮 等 の女 性 化 症 候 を示 す場 合 も多 い.殊 に女 性

化 乳 房 は 我 々が 文 献 的 に 集 め た 成 人 の60例 中18

例(30%)に 認 め られ,Heideman(1959)も

成 人 例 の1/3に み られ る と云 つ て い る.こ れ は

全 睾 丸 腫 瘍 で女 性 化 乳 房 を 伴 う場合 が10%と 云

うTreves(1958)の 報 告 か らみ て 高 率 で あ

り,女 性 化 乳 房 が 成 人 の間 質 細 胞 腫 の 重 要 な症

状 で あ る事 を 示 唆 し てい る.一 方 思 春 期 前 の本

症 で女 性 化 乳 房 を 伴 う 場 合 は 稀 で,文 献 上

Heideman(1959)は3例,Camihetal.(1960)

は4例(Huffman,1941;Tavares,1952;

Jolly,1955;Jungcketal.1957)を み て い

る が,こ れ らは 著 し い男 性 化 徴候 に女 性 化 乳房

を合 併 して いて,他 の女 性 化 徴 候 を 示 して い な

い.

しか る に我 々 の症 例 は 思春 期 前 の発 症 で あ る

が,体 格 の大 き い事,か す か な 陰 毛 を 認 め る事
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以 外,著 明 な 女 性 化 乳 房,陰 茎 の 発 育 不 全,対

側 睾 丸 の萎 縮,繊 細 な女 性 様 の 皮 膚 等 は む し ろ

エ ス トロ ゲ ン効 果 の優 位 を思 わ せ る 所 見 で あ

る.こ の 点我 々の 症 例 は現 在 迄 に 記 載 の み られ

な い稀 有 な 徴候 を 呈 し て い る.

Leyding細 胞 がtesticularandrogenを 分

泌 す る事 は 広 く認 め られ て い る事 実 で あ り,既

に述 べ た様 に,こ の腫 瘍 の 臨床 症 状 と尿 中17-

KS排 泄 量 の 間 に 密 接 な 関係 の あ る事,又 本 腫

瘍 内 で のandrogenの 生 合 成 が 或 る 段 階 まで

確 め られ て い る事(Goldsteineta1.,1960;

Savardeta1.,1960;Gauleta1.,1962)等

か ら,本 症 に ア ソ ドロ ゲ ソ効 果 が現 れ るの は首

肯 され る ので あ る が,女 性 化 乳 房 そ の他 の女 性

化 徴 候 の 発 現 につ い て は未 だ 普 遍 的 な説 明 が な

い.Mayers(1952)の 考 え は,睾 丸,副 腎 皮

質 及 び 下 垂 体 の相 互 作 用 を 重 視 して お り,下 垂

体 の機 能 低 下 は乳 房 の 発 達 を不 利 に す る もの で

あ り,又 治 療 的 にprogesterone,methyltest-

osterone等 を投 与 す る と乳 房 の肥 大 を 来 す 例

(McCullaghc{}Rossrniller,1941)等 か ら,乳

房 の 発 達 は 下 垂 体 の 支 配 下 に あ り,女 性 化 乳 房

は 睾 丸 又 は副 腎 か らのestrogen又 はandrog-

en分 泌 の変 化 が 下垂 体 を 刺 戟 す る結 果 で あ る

と推 論 し て い る.Laufer&Sulman(ユ956)

は 犬 の問 質 細 胞 腫 に於 いて 尿 中 及 び腫 瘍 自体 の

estrogenの 上 昇 を 証 明 し てお り,Ohlsen&

Rφnn(1957),Eisenstadt(昼Petry(1957),

Herrmanneta1.(1958),Heidemar1(1959),

Wardeta1.(1960)は 臨 床 的 に尿 中estrogen

の上 昇 した例 を報 告 し て い るt殊 にHeideman

(1959)の 症 例 で はestrogen上 昇 の源 は腫 瘍

で あ つ て,女 性化 乳 房 はestrogenの 直 接 作 用

で あ る と云 つ て い る.Eisenstadt&Petry

(1957)はMorris(1953),Khyat(島Goldberg

(1954),Stern&Vandervort(1956)ら の説

を総 合 して 別表 の 様 な 原 因 を挙 げ て い る.
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男IJ表Causesoffeminizationininterstitial

celltumorofadults.

1.Thetumorselaboratefemalehor皿ones.

2.ThetuエnorsarederivedfromtheSertoli

cells,supposedlytheoriginofthetesti一

cularestrogen.

3.Thetu皿orstransformandrogensillto

estrogens.

4,Extratumoralestrogensarethecause,not

theresult,ofthetu皿ors,asdemonstr-

atedinanimalexperiments.

5.Theturnorsdecreasethenormalandrogen

production,resultinginapredominance

ofestrogens.

6.Thetumorselaborateabnormalhormones.

(CitedbyEisentadt&Petry,1957)

我 々 の症 例 は 内分 泌 学 的検 索 が不 充 分 で あ つ

た が,幸 い病 理学 的所 見 が 比 較 的典 型 的 で あ つ

た の で,確 定 診 断 は 形 態学 的所 見 に 負 う処 が大

で あ つ た.即 ち 本 症 の 肉 眼 的所 見 は,既 に述 べ

た如 く,一 般 に 片 側 性 で,被 膜 に被 わ れ て周 辺

組 織 と区 別 され,割 面 が 黄 褐 色 乃 至 灰褐 色 の結

節 性 腫 瘍 で,正 常 睾 丸 組 織 は殆 ん ど圧 排 され て

い る等 が 特 徴 で あ る.組 織 学 的 には 団 塊 状 に増

殖 した 間 質 細 胞 群 が 全 面 を 被 い,所 々 に圧 排 さ

れ萎 縮 し た精 細 管 遺 残 が み られ る.Leyding細

胞 の 特 徴 は 比 較 的 大 型 の多 面 形 細 胞 で あ り,原

形 質 は エ オ ジ ン嗜 好 性 で,微 細 穎 粒,小 空 胞,褐

色 色 素,脂 肪 等 が あ り,時 にReinke'scrystal-

10id(Friedman&Ash,1946;近 藤,1962)

が 認 め られ る.核 は球 状 又 は卵 円形 を呈 し,鮮

明 な 核 小 体,ク ロマ チ ソが 核 膜 近 く に 遍 在 す

る.

尚 本 腫 瘍 と形 態 学 的 に極 め て類 似 し て い て し

ば しば鑑 別 が 困難 と云 わ れ る も の に,(i)

interstitial-cellhyperplasiaと(ii)陰 嚢 内

に 発 生 す るadrenalresttumorが あ る.

Blundoneta1.(1953)は 前 者 との鑑 別 点 と し

て,腫 瘍 で は被 膜 形 成 が あ る か 少 く と も周 囲組

織 とはつ き り区 別 され て い る事,正 常 睾丸 組 織

が 置 換 え られ て精 細 管 を 欠 く事,過 形成 は両 側

性 で あ る こ と等 を挙 げて い る.又Baineset

a1.(1962)は 後者 と の鑑 別 点 と し て,尿 中17-

kS分 劃 の相 違,Reinke'scrystalloidの 有 無,

核 の形 態 学 的 差 異,adrenalrestは 副 腎 様 の

二 層 形成 を 認 め る事,及 び発 生 部 位 が 精 索 の表

面 に 多 い こ と等 を 挙 げ て い る.

睾 丸 腫 瘍 には 悪 性 の も の が 極 め て 多 い が
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(Pugh&Cameron,1964),本 腫 瘍 は 臨 床 上 良

性 と され て い る.Dalgaard&Hasselberg

(1957)は 文 献 的 に94例 中9例(10%)が 悪 性

と述 べ て い る が,Short&Coe(1963)は

Dalgaard&Hasselbergの9例 中 に は悪 性 と

証 明 さ れ て い な い もの が あ る と して,彼 等 は 文

献 上6例 の悪 性 例(Masson,1942,F1943;

Gharpure,1950;Ohlsen&Rφnn1956;

Largiarder,1960;Wardeta1,1960)に 自

験 例 の1例 を加 え て い る,殊 にCamineta1.

(1960)は 思 春 期 以前 の悪 性 例 は1例 もな い と

述 べ て お り,我 々 が文 献 的 に集 め た 小児 の40例

中 に も矢 張 り悪 性 例 を見 出 して い な い.

治 療 は他 の睾 丸 腫 瘍 と同 じ く高 位 除睾 術 は勿

論 の こ と,悪 性 例 で は 同 時 に労 大 動 脈 リン パ節

の廓 清術 が勧 め られ て い る(Staubitzetal.,

1958).こ こで 注 意 す べ き・事 は,本 症 の悪 性 度

の判 定 は形 態 学 的 に は 困難 で,転 移 の有 無 が 唯

一 の 指標 で あ る と云 わ れ て い る事 で あ る(Wa-

rren(昼Olshausen,1943;Blundonetal.,

1953).従 つ て 当初 良性 と思 われ る 場 合 で も,

リソパ管 造 影 法 そ の他 に よつ て転 移 の無 い事 を

確 め ね ば な らな い し,又 除 睾 術 後 も観察 を怠 つ

て は な らな い.最 後 に,本 症 の 内分 泌学 的変 化

の予 後 は,腫 瘍捌 除後 に そ の進 行 が 部分 的 に 消

退 した 例 が 多 い.Bainesetal.(1962)も 女 性

化 乳 房 が 術 後 に 成 形術 を要 しな い まで に 縮 小 し

た 例 を報 告 して い る.我 々の症 例 も術 後 日が 浅

い が,残 存 聖 丸 の 発達 及 び 軽 度 乍 ら女性 化 乳 房

の 縮 小 が み られ て お り,今 後 の経 過 に大 い に期

待 を か け て い る.

結 語

11才男児の睾丸間質細胞腫の1例 を経験し組

織学的に確かめ得た.身 体的早熟を呈していた

が,思 春期前に発病 したにも拘 らず性的早熟は

な く,逆 に女性化徴候を呈 して女性化乳房を訴

えた.腫 瘍易1除後,残 存睾丸が発達 し,女 性化

乳房 も縮小の傾向にある.合 せて若干の文献的

考察を行つた.

稿 を終るに当 り,御 懇篤な御指導,御 校閲を賜つた

恩師楠隆光教授,及 び病理学的診断に関して御指導を

いただいた第1病 理学教室宮地徹教授に深甚なる感謝

の意を表します,
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