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We report a case of burned-out testicular tumor. A 41-year-old man was referred to our department

with swelling of iliac lymph nodes detected by computed tomography screening for cerebellar atrophy.

Lymph node biopsy revealed metastasis of seminoma. Ultrasound examination showed an irregular

hypoechoic area in his left testis. We diagnosed paraneoplastic neurological syndrome secondary to burned-

out testicular tumor. So, we underwent left orchiectomy and chemotherapy. He remains free from disease

recurrence 15 months after treatment.

(Hinyokika Kiyo 60 : 651-655, 2014)
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諸 言

傍腫瘍性神経症候群とは，悪性腫瘍に対する免疫反

応が自己の神経組織を障害して生じる様々な神経徴候

で，担癌患者の約 1％程度に生じるとされている．ま

た，burned-out testicular tumor とは，性腺以外に広範

な胚細胞腫瘍を認めるにもかかわらず，原発巣である

精巣内の腫瘍は退縮し，組織学的に精巣にわずかな線

維性瘢痕組織や石灰化小体などのみで viable tumor cell

を認めない比較的稀な疾患である．触診で陰嚢内容の

腫大を認めないことが多く，臨床的に原発巣が見逃さ

れることが多い．今回われわれは傍腫瘍性神経症候群

を契機に診断し得た burned-out testicular tumor の 1例

を経験したので報告する．

症 例

患 者 : 41歳，男性

主 訴 : 歩行障害，両下肢振戦

既往歴 : 特記事項なし

家族歴 : 特記事項なし

結婚歴 : 未婚，挙児なし

現病歴 : 2011年12月頃から歩行開始時に右下肢の動

きがぎこちないことを自覚していた．症状は徐々に増

悪し，歩行障害，両下肢振戦を認めるようになった．

2012年 6月に当院神経内科を受診し，小脳失調症が疑

われ，MRI で軽度の小脳萎縮を認めた．鑑別診断の

1つとして挙がった傍腫瘍性小脳失調症の精査目的で

施行した胸腹部 CT において右総腸骨，左外腸骨リン

パ節の腫脹を認めた．悪性腫瘍のリンパ節転移を疑

い，原発巣の検索目的で当科にも紹介受診となった．

初診時現症 : 身長 168 cm，体重 84 kg，血圧 129/92

mmHg，体温 36.7°C，脈拍 79/min，呼吸数 12/min，

表在リンパ節は触知せず，胸腹部理学的所見に異常を

認めず．両側陰嚢内容に異常を認めず，直腸診におい

て前立腺に腫大や硬結は指摘できなかった．神経学的

所見は徒手筋力テストが下肢でやや低下（4/5）して

おり，失調歩行（酩酊歩行）を認めたが，その他は特

記すべき所見は認めず．

血液検査所見 : 血算は WBC 6,700/ul，RBC 493万/

μl，HGB 15.1 g/dl，HCT 45.2％，PLT 22.6万/μl と

正常であり，生化学検査に異常所見は認めなかった．

腫瘍マーカーについても PSA 2.36 ng/dl，AFP 2.6

ng/dl，hCG ＜0.5 ng/dl，LDH 132 IU/l，CEA ＜0.5

ng/dl，CA19-9 ＜2 U/ml，sIL-2R 204 U/ml といずれ

も正常値範囲内であった．

画像所見 : 頭部 MRI で軽度の小脳萎縮を認めた

が，その他の特記所見は認めなかった (Fig. 1）．胸腹

部 CT では右総腸骨域と左外腸骨領域にそれぞれ 18
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B

Fig. 1. Magnetic resonance imaging (A : axial sec-
tion, B : sagittal section) showed mild cere-
bellar atrophy.

泌60,12,10-2A

A

泌60,12,10-2B

B

Fig. 2. Abdominal computerized tomography (plain)
showed swollen lymph nodes of right com-
mon iliac region (A) and left external iliac
region (B).

mm 大 (Fig. 2A），27 mm 大 (Fig. 2B）のリンパ節の

腫大を認めたが，胸腹部に腫瘍性病変は同定できな

かった．

経 過 : リンパ節腫脹と神経症状の関連が疑われ，

2012年10月に開腹リンパ節生検を施行した．生検は下

腹部正中切開にて腫大している右総腸骨リンパ節と左

外腸骨リンパ節を切除した．病理所見はHE 染色では

淡明で広い胞体と核小体の明瞭な円形核を有する細胞

と周囲にリンパ球浸潤を認めた (Fig. 3A）．また，免

疫染色では c-KIT と胎盤性アルカリフォスファター

ゼ (PLAP) で陽性を示し (Fig. 3B，C），LCA，CD3，

CD20，CD30，サイトケラチン 7，サイトケラチン

20，HMB-45 は陰性であった．組織形態および c-

KIT，PLAP が細胞膜に陽性であることより胚細胞腫

瘍（セミノーマ）のリンパ節転移と診断した．

この結果を踏まえて触診上異常を認めなかった精巣

に対して Aloka 社製 7.5 MHz probe を用いて精巣超音

波検査を施行したところ，精巣のサイズに左右差を認

めなかったが，左精巣に広範に不整な低エコー域を認

めた (Fig. 4）．超音波所見より左精巣腫瘍が原発と判

断し，左高位精巣摘除術を施行した．病理検査では，

正常精巣組織はほとんど認めず，細胞成分に乏しい硝

子化した線維性結節を認め，精巣 CIS を含めた悪性

所見は認めず Fibrous lesion と診断された (Fig. 5A，

B）．以上から burned-out testicular tumor と考え，セミ

ノーマ pT0N0M1aS0，stage IIIA，IGCCC 分類で good

prognosis と診断した1)．NCCN guidelines に準じて術

後化学療法として EP 療法 (VP-16 100 mg/m2，CDDP

20 mg/m2) を 4コース施行した2)．化学療法は軽度の

食欲低下と倦怠感を認めるものの，大きな副作用なく

経過し，同時にリハビリを EP 療法 1コース目 day 9

より開始した．徐々に ADL は改善し，day 15 からは

軽度の歩行は可能となり日中に坐位を維持できるよう

になった．経過良好であったが，EP 療法 3コース目

day 11 より発熱を認めた．CT で上行結腸憩室炎と診

断したため，絶食と抗生剤投与の保存的加療を行い改

善した．その後，大きな合併症は認めず，EP 療法 4

コースを終了しえた．術後15カ月を経過した時点で再

発は認めず，また，フォローアップの MRI で小脳萎

縮症の進行も認めずリハビリで歩行障害も改善傾向で

ある．

考 察

傍腫瘍性神経症候群 (paraneoplastic neurological syn-

drome : PNS) とは，腫瘍と神経組織に存在する共通の

泌尿紀要 60巻 12号 2014年652



泌60,12,10-3A

A

泌60,12,10-3B

B

泌60,12,10-3C
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Fig. 3. Lymph node metastasis of seminoma. A :
HE staining showed clearwide reticulum
cells and lymphocyte infiltration. B, C :
Immunohistochemical staining showed c-
KIT (B) and PLAP (C) were positive.

泌60,12,10-4

Fig. 4. Ultrasound examination showed an irre-
gular hypoechoic area in his left testis.

泌60,12,10-5A

A

泌60,12,10-5B

B

Fig. 5. A : We performed left orchiectomy. B :
Histological findings (HE staining) revealed
fibrous lesion.

抗原に対する自己抗体 (onconeural antibodies : 腫瘍/

神経共通抗原認識抗体）や反応性リンパ球により生じ

る神経症状のことであり，腫瘍の転移や浸潤，圧排，

癌治療に伴う副作用によって生じる神経症状は除外さ

れる3)．PNS は担癌患者の約 1％程度に生じる比較的

稀な病態とされており，その約60％以上の例で神経症

状発症時には悪性腫瘍の存在は捉えられず，数カ月か

ら数年を経て初めて明らかになるばかりか，剖検で初

めて小さな腫瘍が発見される例もある4)．

随伴腫瘍には小細胞肺癌，卵巣癌，乳癌が多いとさ

れており，辺縁系脳炎（痙攣，記銘力低下，精神症

状），亜急性小脳変性症（歩行運動失調，構語障害），

オプソクローヌス・ミオクローヌス症候群，脳脊髄
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Table 1. Anti-nerve antibodies associated with
paraneoplastic neurological syndrome

抗神経
抗体 代表的な神経症状 背景腫瘍

抗 Ri オプソクローヌスなど 乳癌，肺癌，婦人科癌

抗 Hu 脳脊髄炎，辺縁系脳炎
など

肺癌，神経芽細胞腫，前
立腺癌

抗 Yo 小脳変性症 卵巣癌，子宮癌，乳癌

抗 Ma1 辺縁系脳炎，脳幹脳炎など 精巣腫瘍

抗 Ma2 辺縁系脳炎，小脳変性症など 精巣腫瘍，肺癌，乳癌

炎，亜急性感覚性ニューロパチー，ランバート・イー

トン筋無力症候群など軽度の神経症状から全身痙攣に

至るまで多彩な症状を呈する．

PNS の臨床診断基準5)では神経徴候に加え，画像診

断による腫瘍の局在の証明が必要であるが，画像診断

で病変を指摘できない場合は抗神経抗体の測定も有用

とされる．Table 1 に示すように抗神経抗体は代表的

な神経症状および背景腫瘍に関連しているとされてい

るが，本症例では検索した 5 項目の抗神経抗体（抗

Ri，抗 Hu，抗 Yo，抗 Ma1，抗 Ma2 抗体）はすべて

陰性であった．

本症例では歩行運動障害を呈する小脳失調症の原因

が傍腫瘍性神経症候群である可能性を考慮し，腫瘍検

索目的でスクリーニングの CT が施行された．画像検

索でリンパ節腫脹を認めたが，burned-out testicular tu-

mor であったことから臨床症状に乏しく，原発巣の特

定は困難であった．

PNS の治療は，神経症状を改善させるための抗原

の除去のみではなく，癌による予後を改善する目的に

おいても腫瘍に対する治療が第一選択となる．また，

ステロイドパルス療法，血漿交換，免疫グロブリン療

法などの免疫療法も有用な場合があるが，一般的に神

経症状の予後は不良であり，腫瘍死を免れた症例にお

いても多くは重度の神経障害を残すことも多い．本症

例では比較的早い段階で診断を得，早期に治療を開始

することで重篤な神経障害は残さなかったと考えられ

る．しかしながら，青年男性であることと神経症状や

経過から原発が精巣腫瘍である可能性を念頭に置いて

精査を進めれば，さらに早期に診断と治療を開始する

ことが可能であったかもしれない．

今回，PNS の原因となった Burned-out testicular tu-

mor は転移で発症した胚細胞腫瘍の精巣に，壊死，瘢

痕組織，あるいは退縮した成熟奇形腫しか認めず，リ

ンパ節あるいは遠隔転移で発見されるものである6)．

原因は腫瘍細胞の代謝亢進による壊死化，腫瘍の梗塞

による退縮，自己抗体による何らかの免疫学的反応の

関与などが挙げられるが決定的なものはない7~9)．頻

度は全精巣胚細胞腫瘍の1.9％に相当する10)．治療は

転移を有する進行性精巣腫瘍に準じた全身化学療法が

治療の主体となる11)．われわれも NCCN guidelines に

従い，左精巣摘除術後に EP 療法 4 コースを選択し

た．性腺外胚細胞腫瘍（セミノーマ）の 5年生存率は

垣本らによると92％11)，Bokemeyer らによると88％12)

という報告があり，転移性腫瘍としては比較的良好な

結果が得られている．

原発巣である精巣は触診で正常なことが多く，超音

波検査などの画像診断が有用とされている．Macro-

calcification，microlithiasis，highly echogenic foci，hypo-

echoic areas などの超音波所見を単独あるいは複数呈

することが多い13)．本症例でも触診では異常を認め

ず，超音波検査で広範な低エコー域を認めたことか

ら，左精巣が原発の burned-out tumor と診断しえた．

性腺外胚細胞腫瘍の53％に精巣 CIS を認めたとの報

告もあることから14)，本症例では CIS などの悪性成

分の残存の可能性も考え，精巣摘除とした．術後15カ

月を経過した現在，明らかな再発は認めておらず，経

過観察中である．

本症例のように PNS と burned-out testicular tumor

はともに稀な疾患であり，検索しえる限りでは両者を

合併している症例は認めなかったが，両者は別々の病

態ではなく，腫瘍と神経組織に対する共通の自己抗体

が関与している可能性が示唆される．

結 語

当科で経験した傍腫瘍性神経症候群を契機に診断し

えた burned-out testicular tumor の 1例について文献的

考察を加えて報告した．

本論文の要旨は，第262回日本泌尿器科学会東海地方会に

おいて発表した．
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