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進行した傍睾丸横紋筋肉腫の1例

和歌 山赤十字病院泌尿器科(部 長:桐 山蕾夫)
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A CASE OF ADVANCED PARATESTICULAR 

       RHABDOMYOSARCOMA

Masaru HIURA,  Jun TAKENAWA, Osamu RYOJI, Yoji TAKI, 

        Tadashi HAYASHI and Tadao KIRIYAMA 

   From the Department of Urology, Wakayama Red Cross Hospital 

                 (Chief: Dr. T. Kiriyama)

    A case of paratesticular rhabdomyosarcoma is presented. An 18-year-old male was admitted 
with the complaint of giant scrotal swelling and abdominal fullness on September 5, 1986. Left 
radical orchiectomy was performed with the pathologic diagnosis of alveolar rhabdomyosarcoma. 
The tumor was paratesticular in location and had invaded a spermatic cord. Radiological exami-
nation showed a gross metastatic mass in retroperitoneal lymph nodes, supraclavicular lymph nodes 
and Douglas pouch. The patient received induction chemotherapy containing vincristine, acti-
nomycin-D, cyclophosphamide, bleomycin, CDDP and VP-16. After 3 courses, he had no mass in 
Douglas pouch and supraclavicular lesion. He received retroperitoneal lymph node dissection 
for residual retroperitoneal mass, and postoperative radiotherapy was given. However, recurrent 
disease was developed in the paraaortic region with malignant ascites. He was treated with salvage 
chemotherapy, had without any significant effect. He died of liver dysfunction due to progres-
sive mass in hepatic helum. A review of the current approach of paratesticular rhabdomyosarco-
ma with the usefulness of combination chemotherapy is given. 

                                                   (Acta Urol. ,Jpn. 35: 141-146, 1989)
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緒 言

横紋筋 肉腫は,乳 幼児に発生す る軟部組織 の腫瘍の

中で最 も多 くみ られる ものであるが,陰 嚢 内を原発 と

す る横紋筋 肉腫は,全 体の それ の7%程 度 とされ7),

比較的稀な疾患 である.今 回,わ れわれは,傍 睾丸組

織が 原発 と考 え られ るgroupIVの 進 行性横紋筋

肉腫に対 して,従 来 のvincristine,actinomycin-D,

cyclophosphamideに よ る 治 療 にCDDP,bleo-

mycinあ る い はVP-16を 併用 した化学療法 を施行

し,著 明な抗腫瘍効果を得た。傍睾丸横紋筋 肉腫 の治

療法 とその問題点について,文 献的考察 を加え,報 告

す る.

症

患 者:18歳,男 性

例

初 診:1986年9月4日

主 訴:左 陰嚢腫大,腹 部膨満

既往歴=十 二指腸潰瘍

家族歴:特 記すべき ことな し

現病歴:1986年3月 より,左 陰嚢部の腫大に気付い

ていたが,放 置 していた.同 年8月 初旬 より腹部膨満

感 を自覚 し,当 院内科を受診.腹 水を認 め,入 院精査

とな る.Gaシ ソチ グラフィーに よ り,陰 嚢部に著明

集積が認 め られ,9月4日 当科 初診,翌 日入院 とな

る.

現症:身 長173cm,体 重58.5kg,脈 拍90/min,

血圧160/100,顔 面 は 軽度蒼 白,左 鎖骨上窩 リンパ節

が母指頭大に腫大,胸 部に異常を認めず,腹 部は膨満

してお り腹水 を認め る.左 下腹 部には手拳大の腫瘤を

触知 する.左 陰嚢は,15×9×8cmの 弾性硬の腫瘤 と

な り,圧 痛 ・透光性はな く,陰 嚢内臓器 の区別は不能
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で あ った.さ らに,左 鼠践 部 に も連 続 した腫 瘤 を 触 れ

た.直 腸指 診 では,直 腸 の前 方 ～ 左 側方 に 手拳 大 の 非

可 動 性 腫瘤 が 触 れ,直 腸 粘膜 を介 し直腸 内腔 を 圧 排 し

て い た.

入 院 時 一般 検査:RBc505×Io4/mm3,Hb12.3

g/dl,Ht38.6%e,MCV76fl,MCH24.4pg,MCHC

31.99/dl,wBc6,600/mm3,Plt50.o×104/mm3,

LDH5521u/l,cr1.9mg/d1,ca3.2mEq/l,cRP

6。35mg/dl,Fe24μg/dl,TIBC253μg/dl,HCG一 β

お よび α一FPは 正 常範 囲 内,尿 沈 査 は 異 常 な し.

Fig.1.Excretoryurogram
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Fig.2.CTscan,beforetreatment。Retroperi.

toneallymphnodeswellingandgiant

massaroundtherectumcanbescen。

入 院時X線 検査:胸 部単純撮影は異常なか ったが,

胸部CTscanで は,左 胸水貯留を認めた.排 泄性腎

孟造影 では,左 水腎症があ り,左上部尿管が外側 に偏位

している(Fig.1).腹 部 ・骨盤CTscanで は,大

動脈周囲 リンパ節の著明な腫 大が あ り,総 腸骨 および

外腸骨 リンパ節腫大 も認 め られ,さ らに,骨 盤部にお

いて,直 腸周囲 に直径約10cmの 腫瘤 が み られ た

(Fig.2).肝 ・肺への転移 はなか った.

手術所見 ・以上の所見 よ り,左 陰嚢内腫瘍(睾 丸腫

瘍の疑い)に て,9月5日,高 位除睾術を施行 した.

精索周囲に も腫瘍を認め,陰 嚢内に連続 してお り,上

方は内鼠蹟輪を越 えて増殖 していた.腫 瘍 は正 常睾丸

を と り囲む よ うに増殖 し,黄 白色を呈 し,繊 維性 の隔

壁が縦横 に走行 していた.重 量 は430gで あ った.

病理組織学的所見:H-E染 色で,ク ロマチ ンに富

んだ,胞 体の少ない円形,な い し多形性 の細胞が不規

則に増殖 し,そ れ らがエナ ジン好性 の梁柱 で分け られ

るとと もに,胞 巣様構 造を形成 している.ま た,エ オ

ジ ン好性 の細胞質を持ち,核 が1な い し数個のやや大

型の円形細胞 も散見 される(Fig.3).以 上の所見 よ り

alvcolarrhabdomyosarcomaと 診 断 され た.精 巣

と腫瘍組織 とは繊維性 被膜 に より,明 らかに隔絶 され

ていた.

術後経過:初 診時,す でに広範 な腫瘍 の増殖がみ ら

れ,正 しい発生部位 を確立 す る こ とは 困難ではある

が,睾 丸周囲組織が原発 巣 と して 最 も疑 わ しい と考

え,傍 睾丸横紋筋 肉腫groupIV(TableI)と し

て,残 存腫瘍の縮 小を 目的 と して化学療法を開始 した

(Fig.4).vincristine(VCR),actinomycin-D

(ACD),cyclophosphamide(CPM)にCDDP,

bleomycin(BLM)を 併用 し た 化学療法 を2コ ース

施行 した.1コ ース終 了後 よ り,左 鎖骨上窩 リンパ節

腫大は触知 しな くな り,胸 水や腹水 も消失 した.2コ

ース終了後
,左 下腹部 の腫瘍 も触知 しな くな り,直 腸

指診に よって,直 腸周 囲の腫瘍はほ とん ど認 め られ な

Fig.3.HEstain(×50)
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Fig.4.Clinicalcourse

Table1. Clinicalgroupingclassi血cation

(byIRS)

Group Classification

1

ll

川

Localizeddisease,completelyresected

{r…lgionalnodesnotin》ol》ed)

Confinedtomuscleororganoforigin

Contiguousinvolvementwithinfiltrationoutside

themuscleororganoforigin,asthrough

fascialplanes

Grosslyresectedtumorwithmicroscopicresidualdisease

Noevidenceofgrossresidualtumor.Noevidenceof

regionalnodeinvolvement

Regionaldisease,completelyresected(regionalnodes

in》olvedand/orextensionoftumorintoan

adlacentorgan};alltumorcompletelyresected

withnomicroscopicresidualtumor

Regionaldiseasewithin》olvednodes.grossly

resected.bUtwithevidenceofmicroscopic

residual

lncompleteresectionorbiopsywithgrossresidual

disease

Distantmetastaticdiseasepresentatonset(lung.liver・

bones,bonemarrow,brain,anddistantmuscleand

nOdes)

くなった.そ の後,ACD,CPM,CDDP,BLM,に

VP-16を 加 え た 治療 を1コ ース行 った.化 学療法3

コース に よ り,各 病巣に著明な 縮小効果 を認めたが

(Fig.5),大 動脈 周 囲 リンパ節腫大が なおCTscan

・超音波撮影 にて証 明された ので,1986年12月19日,

後腹膜 リンパ節 郭清術(RPLD)を 施行 した.大 動脈

周囲 よ り総腸骨動脈周 囲にかけて,多 発 かつ連続 した

リンパ節腫大が あ り,多 くは繊維性萎縮 を来た した腫

瘍 で占め られて はいたが,と ころ どころ,顕 微鏡的に

Fig.5.CTscan,aftcr3coursesofchemother-

apy.ThercwasnomassinDouglas

pouchandretroperitonealIymphnode

metastasisdecreasedsignificantly.

活発な腫瘍領域 も存在 していた,腸 間膜 リンパ節転移

があ った.直 腸 の周囲には腫瘍は証 明されず,こ の部

位の完全消失を確認 した.術 後,前 述 の化学療 法を再

開 し,ま た,大 動脈周囲お よび小骨盤腔内に180rad/

dayの 放射線療法を開始 した.し か し,照 射開始2週

間後か ら腹水が 出現 した.そ こで,放 射線療法 を中止

し,CDDPの 腹腔 内投与 を 含 ん だ 化学療法 を再開
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し,一 時,腹 水 の消 失 と全 身状 態 の 回復 を みた.し か

し,1987年4月 よ り,左 上腹 部に 腫 瘤 を 触 知す る よ う

に な り,腹 水 も再 び 出 現,左 鎖骨 上 窩 に も腫瘍 が再 発

した.VCR,ACD,ADR.,PEP,CDDP,MTXの

併 用 をsalvagechemotherapyと して 行 ったが,腫

瘍 は 各 部位 で急 激 に 進 行 し,腫 瘍 に よる 肝 門 部圧 迫 と

思 わ れ る 肝 機 能 障 害 の た め,1987年8月31日 死 亡 し

た.

考 察

1849年Rokitanskyが 精 索原 発 の 横 紋筋 肉腫 を 発

表 した のが,陰 嚢 内 原 発 の横 紋 筋 肉腫 の最 初 の報 告 と

され て い る.本 邦 に お い て は,現 在 まで に,100例 近

い 報 告 が な さ れ て い る ト3).陰 嚢 内 の横 紋筋 肉腫 を,

Olneyら4)はi62例 集計 し,精 索 ・傍 睾丸 組 織 ・睾 丸

・固有 鞘 膜 ・副 睾 丸 ・陰嚢 の順 に 多い と してい る.そ

の 陰 嚢 内に 発 生 した もの を総 称 して,paratesticular

rhabdomyosarcomaと 定 義 し て い る も の が 多 く,

い わ ゆ るintrascrotalrhabdomyosarcomaと ほ ぼ

同義 と して 扱 って い る ので,わ れ われ の報 告 も傍 睾 丸

横紋 筋 肉腫 の 名 称 を とった.

本 疾 患 の 年 齢 分 布 は,横 紋 筋 肉腫 全体 の分 布 とほ ぼ

同 じ く,幼 児 期 ・青 年 期 に 好 発 し,4～5歳 と16～17

歳 の2つ の ピー クを 持 つ4・5).他 の横 紋 筋 肉腫 と異 な

る の は,リ ソバ 行性 転 移 が 高 頻 度 に認 め られ る こ とで

ある.全 体 で は診 断時,約10%に リ ソバ 行 性 転 移 が あ

るの に 対 して6),傍 睾 丸 原 発 で は26～50%の リ ンパ 行

性 転 移 を 認 め る5-7).さ らに,初 診 時 の28%にgross

metastasisが あ る とい う報告 もあ る4).初 診 時 に は,

炎 症 ・ヘ ル ニア ・陰 嚢 水 腫 な どの 良 性 疾 患 と誤 られ る

場 合 も多 い5).以 上 の こ と か ら,早 期 の 発 見 と診 断

が,よ り重 要 とな っ て くる.本 疾 患 の 第2の ピ ー クが

15～i6歳 で あ る こ と も,早 期 発 見 を 遅 らせ る 一 因 に な

りうる もの と思 わ れ る,本 症 例 も18歳 で あ り,陰 嚢腫

大 に気 付 い てか ら,約6ヵ 月 後 に 初 診 とな っ て い る.

横 紋 筋 肉腫 の治 療 成 積 は,従 来 の 外科 的 手術 ・放 射

線 療 法 に加 え,VAC療 法 を中 心 と した 化 学 療 法 が 施

行 され るに 到 り,大 き く改善 され た4・8).1972年 か ら

IntergroupRhabdomyosarcomaStudy(IRS)に

よ り,集 学 的 治療 の詳 細 な検 討 が 開 始 され た.1972年

か ら1978年 に 行 われ たIRS-1で は,2ycarrelapse

frecsurvivalrateカ ミgroupI83%,group皿72%,

group皿65%,gr・upW28%と 良 好 な 成 積 を 報 告 し

て い る9).

傍 睾 丸 横 紋筋 肉腫 の 治療 に は,高 位 除 睾 術,後 腹 膜

リ ンパ 節 郭 清術(RPLD),化 学 療 法,放 射 線療 法 が あ

る.化 学 療法 の レジ メンや 期 間,放 射 線 の 線 量 な どに

議 論 は あ るが,病 期 ご と の 治療 法 は,Debruyneら

の もの(Fig.6)が 大 体 に お い て 一般 的 で あ る.た だ

し,RPLDの 役 割 に つ い て は意 見 の 分 か れ る とこ ろ

Stageland目

↓
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/
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↓
Chemotherapy
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Fig.6.Managementofparatesticularrhabdomyosarcoma(Debruyneら!o)よ り)
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で あ り,精 索 に 浸潤 して い る腫 瘍 が 完 全 に 切 除 で きて

い て,リ ンパ 管 造影 で転 移 が証 明 され な い と きに 限 っ

てRPLDが 不 必 要 と の見 解 が あ る11・12).そ の理 由

と して,① リンパ 管 造影 に十 分 な診 断 的 価 値 が あ るか

ら,②VAC療 法 な ど の 化 学 療 法 でmicr・scopic

metastasisの 治療 が 可能 で あ るか ら,③RPLD術

後 の 後 遺 症 の 問 題 な ど を あ げ て い る.そ れ に対 し

て,RPLDは な お 必 要 と す る意 見 も あ る.RPLD

に よ り,pathologicalgroupIが 証 明 さ れ れ ば,よ

り軽 い 化学 療 法 で 治療 可 能 で あ る か ら,と し て い

る10).ま た,最 近,放 射 線 療 法 に 対 す る見 直 し もな さ

れ て い る.化 学 療 法 との併 用 時 の 副 作 用 の 増 加7)や,

骨 盤腔 内 の放 射 線 照 射 に よる後 遺 症 は 手 術 に よる もの

よ りも時 に重 大 で あ る こ と4・13),な どが 問 題 とな り,

予 防 的 効果 を 目的 と した 放 射 線 療 法 は な され な くな っ

た.以 前 にIRS-1でgroupIに お い て は 放 射 線 療

法 は不 必要 で あ る こ とが 証 明 され た が9),groupllに

お け る放 射 線 線 量 の減 少 や,放 射 線療 法 そ の もの の良

否 が 議論 され る こ と で あ ろ う.以 上 の よ うなRPLD

や 放射 線 療 法 に おけ る問 題 は,と りもな お さず 化 学 療

法 が 治療 の重 要 な役 割 を 占め て い る か らに他 な らな い

し,そ の こ とは,傍 睾 丸 横 紋 筋 肉 腫 に お い て も 同様 で

あ る.し か し,VAC療 法 に 代 表 され る 多剤 併 用 療 法

に は,な お 問題 点 が あ る.1978年 よ り開 始 さ れ た

IRS-llは,IRS-1で 行 わ れ たVAC療 法 を さ らに

強 力 に した形 で 検討 され た.そ の結 果,横 紋 筋 肉 腫 の

2年 生 存 率 は,groupI92～ ユ00%,groupfi7g～

94タ6,group皿71～79%,group1V37～40%,と

な って,IRS-1よ りも有 意 に生 存 率 を 改 善 で きた と

報 告 して い る15).し か し,治 療 に対 す る 有 効 率 が,

group皿 で は生 存 率に 充 分 反 映 され て い る の に 対 し,

groupNに お い て は 有 効 率 が61～72%に も か か わ ら

ず,2年 生存 率 が37～40%と な お 低 値 で あ る.さ ら

に,膀 胱 ・前 立腺 の 横 紋 筋 肉 種 のbladdersalvage

Table2.Tumorfrecsurvivalsofparatesticular

rhabdomyosarcoma

No.of
9「oupcases

tumorfreesurvivals

cases(%}duration{months)

1

II

III

55

28

5

8

53(96.4)3M+～228M+

20(71.7)3M+～60M+

2(40.O)32M+,58M+

1(12.5) 120M+

RaneyRBJretal,19787)OliveDetal
,198411)

TefftMetal,198014[DebruyneFMJetal
、198510)

JohnsonDEetal,19825[QuesadaEMetal
,198612}
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rateに つ い ては,IBS-llは1を 明 らか に 上 回 って

い る とは 言 え な い13).傍 睾 丸 横 紋 筋 肉腫 に お い て も

groupM'IVの 生 存 率 は な お 低値 で あ り,改 善 が 求め

られ る と ころ で あ る(Table2).化 学療 法 の 中心 を

な して きたVAC療 法 だ け で は今 後 の 予 後 の 改善 は,

特 に 進 行症 例 の場 合 に 困 難 で あ る と の 考 え が 出 て き

た1。・16).IRSはIRS-Mのpilotprogramと して

VACにADR.,CDDP,VP-16を 併 用 し てsoft

tissuesarcomaのgroup皿 ・Wに 対 して,60～88%

のcompleteresponseを 報 告 して い る ユ7).さ らに,

Ghavimiら のT6protocolの 成 積18)やCDDP・

VBL(VCR).BLMの 併 用 療 法 が再 発 例 に対 して 有

効 で あ った 例 が 報 告 され る な ど19・20)新た な 治療 が 試 み

られ 評 価 さ れ つ つ あ る.本 例 も,VACにCDDP・

BLMあ る いはVP-16を 追 加 す る こ とに よって,腫

瘍 の 著 明 な縮 少 を.部 位 に よって は 完 全 な消 失 を 認 め

た,

しか し,再 発 症 例 に つ い ては な お 予 後 が悪 く,新 しい

薬 剤 や レジ メンの 効果 も有 効 とは い い がた い.再 発 例

に対 して,CDDP単 独投 与 で は 少 な くと も3.Omg/

kgあ る いは90mg/m2以 上 の 量 が必 要 であ った り21),

VP-16の 再 発 例 の 有 効 率 も17～19%と 低 値 で あ

る22・23).ま た,CDDPとVP46の 併 用 で は,Carli

は33%24),Raneyは12.5%25)の 有 効 率 を 出 して い る

にす ぎず,salvagechemotherapyと し て の 効果 に

は,な お 問 題 が あ る.わ れ わ れ の 例 で も,induction

chemotherapyが 著 効 を 示 した に も かか わ らず,腫

瘍 の コ ン トロ ールが 短 期 で あ った こ と,RPLDに よ

って もな お 肉 眼 的 な腫 瘍 の 残 存 の 可 能性 も あ った こ

と,有 効 なsalvagechemotherapyを 施 行 し得 なか

った こ と,放 射 線療 法 が再 発 時 に は,ほ と ん ど効果 が

なか った こ と,な どが 問 題 点 と して あげ られ る.

本 疾 患 の 治療 にお け る外 科 的 治療 と化 学 療 法 の は た

す 役 割 は 大 きい 。早 い 病 期 の 段 階 で診 断 され れ ば,ほ

とん どの例 で完 全 治 癒 が 求 め ら れ て しか る べ きで あ

る.し か し,group皿 ・Nの 予 後 は,induction

chemotherapyの 有 効 性 に か か って い る と言 っ て も

過 言 で は な い.進 行 症 例 のsurv童valrateを 改善 す る

た めに はVAC療 法 を 上 回 る 化 学療 法 が 早 く確 立 さ

れ な けれ ば な ら ない し,再 発 例 に 有 効 な 治 療 方法 の検

討 もな され る こ とが 必 須 で あ る.

結 語

進行 した 傍睾丸横紋筋 肉腫 の1例 に対 し,VCR,

ACD,CPM,BLM,CDDP,VP-!6の 併用化学療

法を施行 し,著 効を認めた.ま た,傍 睾丸横 紋筋 肉腫
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の治療について,文 献的考察を加えた.
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