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Wunderlich症 候 群 に合 併 し た

膀 胱 エ ン ドメ ト リオ ー シ ス の1例
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       WITH WUNDERLICH SYNDROME

Toshihide  SHISHIDO,  SUSUMU  TSUJINO, Yoshio  ONO, Keiichiro ISHIBASHI,

Masahiro  TsuzuKl, Hironori OYAMA, Taisei  KIM and Makoto  MIKI

From the Department of Urology, Tokyo  Medical College

   A case of vesical endometriosis associated with unilateral renal agenesis and uterus  didelphys 

(Wunderlich syndrome) is reported. A 20-year-old unmarried woman visited the gynecologic 
department with dysmenorrhea. She was referred to us because a bladder mass was detected on 
abdominal ultrasonography. She had no episode of gross hematuria. Cystoscopy revealed a finger 
tip-sized cystic mass dark red to dark blue in color. Computerized tomography and magnetic 
resonance imaging demonstrated right renal agenesis and uterus  didelphys. The mass was located at 
the ureterovesical pouch and protruded into the bladder. Partial cystectomy, right hysterectomy and 
right salpingo-oophorectomy were performed. Histopathological diagnosis was endometriosis. The 

patient was treated with 400 mg danazol for 6 months has had no recurence and regular menstruation. 
                                            (Acta Urol. Jpn.  43: 363-365, 1997) 
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緒 言

膀 胱 エ ン ドメ ト リオ ー シ ス は必 ず し も珍 し く は な

い,し か し片 側 無 形 成 腎 と溜 血 腫 を伴 う重 複 子 宮,い

わゆ るWunderlich症 候 群1)に 合 併 した膀 胱 エ ン ドメ

トリ オー シス は珍 しい.今 回そ の1例 を経 験 した ので

文 献 的考 察 を加 え て 報 告 す る.

症 例

患 者:20歳 女 性(未 婚)

主 訴:膀 胱 内腫 瘤

家 族 歴:特 記 す べ き こ とな し

既 往 歴:ll歳 時 腎孟 腎炎,初 潮 は13歳.

月経 周 期 は28日,7日 の持 続 。 妊 娠,腹 部 手 術 の 既

往 な し.

現 病 歴:数 カ 月前 よ り続 く月経 困 難 を主訴 に当 院 産

婦 人 科 で 受 診 し,腹 部 エ コ ー に て膀 胱 内 に突 出 す る腫

瘤 を認 め た た め,1994年4月25日 に 当 科 を紹 介 され

た.な お,月 経 に伴 う血 尿 は認 め られ な か った.

現 症:体 格 中等 度,栄 養 良.胸 ・腹 部,外 性 器 に理

学 所 見 上 異 常 な し.

尿検 査:比 重1.025,pH6.5,蛋 白(一),糖(一),

白血 球1--2/hpf,赤 血 球1/1--2hpf,尿 一 般 細 菌 培

養 陰 性.

尿 細 胞 診:ClassII.

膀 胱 鏡 検 査:右 後壁 に示 指 頭 大広 基 性 で 表 面 が 一 部

嚢 胞 状 の 腫 瘤 を認 め,一 部 暗 赤 色 お よ び暗 青 色 を呈 し

て い た.右 尿 管 口 は不 明 で あ っ た.な お,月 経 時 に再

度 膀 胱 鏡 検 査 を行 った が 全 体 的 にや や 浮 腫 状 にみ え,

一 部 の嚢 胞 が や や 黒 色 を呈 した 以 外 著 変 なか った
.

血 液 検 査:血 算 生 化 学 に異 常 な し.腫 瘍 マ ー カ ー

はCA19-9〈1.OU/ml(正 常 値25U/ml以 下)と 正

常 で あ っ た が,CAI25は46.7U/ml(正 常 値40U/

ml以 下)と 軽 度 上 昇 して い た.

画 像 診 断:KUBに て,右 腎 陰影 は不 明 で,左 腎 は

14.5×7.Ocmと 代 償 性 に腫 大 して い た.IVPで は右

腎 陰 影 は認 め られ ず,膀 胱 右 側 上 縁 に陰 影 欠 損 を認 め

た(Fig.1).ま た 骨 盤iCTで は 重 複 子 宮 が 確 認 さ れ

た.MRIで は膀 胱 子 宮 窩 か ら膀 胱 内 部 に突 出 す る20

mm大 の 腫 瘤 を 認 め た(Fig.2).99mTc-DMSAに よ

る腎 シ ンチ グ ラ ムで は,右 腎 へ の取 り込 み は まっ た く

認 め られ なか っ た.子 宮 卵 管 造 影 で は右 頸 管 の 閉 塞 を

認 め,盲 角 子 宮 が 疑 わ れ た.以 上 よ り,右 腎 欠損 と重

複 子 宮 い わ ゆ るMageeの 分 類ff型2>に 合 併 した膀 胱

エ ン ドメ ト リオ ー シ ス と診 断 し,入 院 の 上1994年6月

27日 に膀 胱 部 分 切 除術 お よび右 側 子 宮 切 除術 を施 行 し
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く,隆 起 部 に お い て はstromaが 明 ら か で,endo-

metr三〇sisが 明 瞭 で あ っ た(Fig.3).摘 出 子 宮 とそ の

付 属 器 の 大 きさ は前 者 が50×30×20mm,後 者 は50

×50×20mmでcysticlesionを 認 め,一 部 はfolicu-

larcystで あ った.ま た子 宮 内 部 に は溜 血 腫 を有 して

い る こ とか らWunderlich症 候 群 に 合 併 した 膀 胱 エ

ン ドメ トリオ ー シ ス と考 え られ た.

術 後,抗 ゴ ナ ド ト ロ ピ ン 剤(Danazol400mg分

2/day)の 内 服 治 療 を6カ 月 間 行 な い,現 在 ま で 症 状

の再 燃 お よ び再 発 を認 めて お らず,月 経 周期 も順 調 で

あ る.

Fig.2。MRIshowsthetumorextendinginto

thebladderfromtheuterovesical

pouch.

た.

摘出標本と病理学的所見:腫 瘤の摘出標本は,大 き

さ30×28×20mm,割 面 は灰 白 色 を呈 し一 部 嚢 胞 状

で あ った.病 理 組 織 標 本 で は,主 と して 筋 層 内 にen-

dometrioidstromaを 伴 った 腺 管 構 造 が み られ た .固

有 層 で は 特 有 の 間 質 を欠 き,腺 管 の み の 病 変 が 多

考 察

子宮内膜組織が異所性増殖を示すエンドメ トリオー

シスは卵巣 ・腹膜 と子宮仙骨靭帯など種々の部位に生

じ,膀 胱に生 じるのは約1%と いわれている3).多 く

は成熟女性に発生し,月 経周期に伴う膀胱刺激症状や

血尿,下 腹部痛を主症状とする疾患で,診 断はこれら

の症状 と特徴的な膀胱鏡所見でほほ確定する.ま た,

馬場 ら4)は術前の臨床診断には頻回の尿細胞診および

膀胱の洗浄細胞診によるendomeUialcellの 検索が有

用であると述べているが今回は検出しえなかった.

われわれの検索 しえた範囲では本邦での膀胱エンド

メ トリオーシス報告例 は86例あ り,自 験例は87例 目に

あたる.発 症年齢 は13～65歳,平 均36歳 であった.症

状 と月経周期について記載のあるもの74例 中66例 に月

経 との関係を認めた.そ のうち54例 は膀胱刺激症状で

あった.本 症でよく知られている,月 経に伴 う血尿は

25例 と意外に少数であった.自 験例で も月経時に血尿

は認めなかった.発 生部位では記載のあるもの79例 中

後壁(後 三角部 を含む)が44例(55.7%)と 多 く,つ

いで三角部が25例(3L6%)で あった.

本邦例での腹部手術の既往 については,既 往の有無

の記載のあるもの59例 中,既 往あ りが艦例(74 .5%)

を占め,そ のうち産婦人科的手術が37例(84%)と 最
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多 で あ っ た 。

診 断 に は 臨床 症状 お よび 経 時 的 な膀 胱 鏡 検 査 が 重 要

で,月 経 時 に 腫 瘤 の 増 大 充 血 ・青 み を帯 び た黒 褐 色

の 嚢 胞 を示 せ ば容 易 で あ る.経 尿 道 的 生 検 は,表 層 の

み の 検 索 に と ど ま る こ とが 多 い ため 確 実 な診 断 法 で は

ない との 意 見 が 多 い.

本 邦 の 膀 胱 エ ン ドメ トリ オ ー シ ス の 治 療 法 と して

は,腫 瘤 切 除 を 含 む 膀 胱 部 分 切 除 が70%を 占 め て お

り,つ い で ホ ルモ ン療 法+膀 胱 部 分 切 除 が10%で あ っ

た.TURは,腫 瘤 が 膀 胱 外 か ら膀 胱 内 に浸 潤 す る性

格 上 穿孔 す る恐 れ が あ る た め 禁 忌 と さ れ て い る5)ま

た,偽 妊 娠 療 法(estrogen+gestagen)な どの ホ ル モ

ン療 法 も広 く行 わ れ て きた が,最 近 で はDanazolや

LH-RHア ナ ロ グ に よ る治 癒 例 も報 告 され て い る.し

か し,こ れ らの ホ ル モ ン療 法 は進行 した エ ン ドメ トリ

オー シス に対 して は限 界 が あ り,手 術 療 法 との併 用 が

望 ま し くDmowski6>は 術 前 のDanazol投 与 の 有 用

性 を説 い て い る.そ の 理 由 と して 症 状 の 軽 減,手 術 範

囲 の 縮 小,癒 着 の 易 剥 離 性 をあ げ て い る.一 般 に膀胱

エ ン ドメ ト リオ ー シス は後 壁 に発 生 す る こ とが 多 く,

MRI等 の 画 像 に て 子宮 と の癒 着 が 考 え られ る場 合 に

は,術 前 か ら のDanazol投 与 が 望 ま しい と考 え られ

る.

エ ン ドメ トリオ ー シ スの 発 生 につ い て は多 くの 説 が

あ り,MUIIer管 やWolff管 由 来 と す るembryonic

resttheory,腹 膜 な ど の上 皮 化 生 に よる とす るmeta-

plastictheory,子 宮 内膜 の腹 腔 内 逆 流,手 術 に よ る

移 植 ・浸 潤 転 移 に よ る とす るmigratorytheoryな

どが あ る.Sampsonら7)は 月 経 血 の 腹 腔 内へ の 逆 流

に よ り腹 膜 にimplantationす る こ と で発 生 す る と提

唱 して お り,多 くの 人 に受 け入 れ られ て い る.し か し

無 月 経 のTurner症 候 群8)や 精 巣 摘 除 後 の 男 性 に ホ ル

モ ン療 法 を 施 行 した と こ ろ 発 生 した と の 報 告 もあ

り9),エ ン ドメ トリオ ー シ ス の 発 生 を一 元 的 に説 明 す

るの は困 難 の よ うで あ る.子 宮 奇 形 を伴 うエ ン ドメ ト

リオ ー シ ス の発 生 に 関 しOIiveら10)は,子 宮 内 膜 の

機 能 が保 た れ て い る こ とや 卵 管 が 開 通 して い る こ と,

月 経 血 の腹 腔 内逆 流 が あ る こ とが重 要 な 因 子 で あ る と

述べ て お り,子 宮 溜血 腫 や膣 血 腫 が存 在 す れ ばそ の 頻

度 は 高 くな る と指 摘 して い る.よ って,こ の 説 に従 え

ば 自験 例 で は 妊娠 や手 術 の 既往 が な く,右 頸 管 の 閉 塞

お よび溜 血 腫 が存 在 す る こ とか ら,月 経 血 の 腹 腔 内 逆

流 に起 因 す る発 生 が 示 唆 され る.そ して 自験 例 の よ う

な 一 側 盲 角 子 宮 溜 血 腫 の 存 在 す るWuderlich症 候

群 で は エ ン ドメ トリ オ ー シ スの 合 併 率 は高 くな る と考

え ら れ る.し か し後 藤 ら11)は 一 側 無 形 成 腎 と子 宮 奇

形(こ の症例では双角子宮)に 合併 した尿路エンドメ

トリオーシスを第1例 目として報告 してお り,わ れわ

れも明かな記載のあるものは検索 しえなかった.

結 語

子 宮 奇 形 に伴 うエ ン ドメ トリ オー シス は 比較 的 多 く

み う け られ る.し か し,一 側 無 形 成 腎 と重 複 子宮 を伴

う,膀 胱 に発 生 したエ ン ドメ ト リオ ー シス は きわ め て

稀 で あ る。

本文 の要 旨は,第502回 日本泌尿器科学 会東京地方 会にお

いて発表 した.
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