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成人発症 Tethered Spinal Cord Syndrome

(脊髄係留症候群)に よる神経因性膀胱の2例

近畿大学医学部泌尿器科学教室(主 任1栗 田 孝教授)

大西 規夫,際 本 宏,江 左 篤宣,杉 山 高秀

朴 英哲,金 子 茂男*,栗 田 孝

 NEUROGENIC BLADDER DYSFUNCTION DUE TO  TETHERED 

SPINAL CORD SYNDROME IN ADULTS : REPORT OF TWO CASES

Norio ONISHI, Hiro KIWAMOTO, Atsunobu ESA, Takahide SUGIYAMA, 

     Young CHOL PAKU, Sigeo KANEKO and Takashi KURITA 

      From the Department of Urology, Kinki University School of Medicine

   Two cases of neurogenic bladder dysfunction due to tethered spinal cord syndrome in adults 
were experienced. They visited our hospital with the complaint of dysuria. The excretory uro-

gram were almost normal. Urodynamic examinations revealed normoactive detrusor-overactive 
sphincter in case 1, and overactive detrusor-overactive sphincter in case 2. Cystometry-elec-
trmyogram demonstrated detrusor-external urethral sphincter dyssynergia in either cases. 
They were diagnosed as neurogenic bladder due to intraspinal tumor with spina bifida by myelo-

graphy, computed tomography, and urodynamic examination. Laminectomy, subtotal extirpation 
of tumor and neurectomy of filum terminale were performed by orthopedists in both cases. The 
tumor was pathologically diagnosed as lipomas. Postoperatively they showed satisfactory recovery 
in micturition. 

                                                 (Acta Urol. Jpn. 35: 1229-1234, 1989) 
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緒 言

二 分 脊椎 に 伴 ったlipomcningoccleに よ る麻 痺 の

発症 は 大 半 が 小児 期 で あ り,成 人 発 症 例 の 報 告 は 少 な

い.わ れ われ は排 尿 障害 を 契 機 に 成 人 発 症 を きた した,

いわ ゆ るtetheredspinalcordsyndromeの2例 を

経 験 した の で若 干 の文 献 的 考 察 を 加 え て 報 告 す る.

症 例

症例1

患者:31歳,男 性

主訴:排 尿障害,仙 骨部痛

既往歴 ・家族歴:特 記することなし

現病歴:24歳 ごろから仙骨部の疵贅に気付いていた

が,放 置していた.1977年9月 ごろより排尿障害と仙

骨部痛が出現し,ま もなく両下肢のシビレ感も伴 うよ

*現:旭 川医科大学泌尿器科学教室

うにな り,1978年1月 当院整形外科を受診し,同 年1

月31日 排尿障害の精査目的で当科に紹介された.

現症=栄 養,体 格ともに中等度である.仙 骨部に圧

痛のある弾性硬の色素沈着,毛 髪,疵 贅を伴 う皮下腫

瘤を認める.腰 仙椎はL4～S4棘 突起高位に叩打痛

を認めた.会 陰部は球海綿体反射正常,肛 門括約筋の

軽度緊張低下と肛門周囲の知覚鈍麻を,下 肢では両側

のアキ レス腱反射消失 と両足底部の知覚鈍麻を認め

た.そ のほか理学的に異常所見はない.

検査成績:髄 液中蛋白増多を認める以外,特 に異常

を認めなかった.

X線 検査=単 純X線 上SI～S4に 脊椎破裂を認め,

IVPで は上部尿路に異常を 認めない.脊 髄造影は下

行性にはL4下 縁でプロノクされ,騎 馬状を呈し,上

行性にはL5上 方でブロックされ,L5よ り末梢の背

側に帯状の陰影欠損を認めた(Fig.1).

ウ ロダイナ ミックスlcystometry(CMG)で はre-

Hexia,normotonicbladderで あ ったが,electro一
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Fig.1.症 例1,ミ エ ロ グ ラ フ ィ ー
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Fig.2.症 例1,術 前UFM.最 大 排 尿 量,平 均排 尿

量 と も十 分 で あ るが,鋸 歯 状 パ タ ー ンを 呈 し

て い る.
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病理組織学的所見(HE染 色,×100)1腫

瘍 は一部薄い被膜を有する脂肪腫である。

myogram(EMG)上,尿 道 外 括 約 筋 は 過 緊 張(over・

activesphincter)で,排 尿 筋 一 尿 道 外 括 約 筋 協 調

不 全(detrusor-externalurethralsphincter

UFM

Fig.4.症 例1,術 後UFM.鋸 歯 状 パ タ ー ンは 正 常

化 して い る.

dyssncrgia;DSD)を 呈 していた.uroflowmetry

(UFM)で は最大排尿量,平 均排尿量とも十分であっ

たが,鋸 歯状・・ターンであった(Fig.2).

以上 より,脊 髄腫瘍とそれ に伴 う排尿障害と して

1978年3月 当院整形外科によって椎弓切除術,腫 瘍部

分摘出術,終 糸切断術が施行された.腫 瘍は組織学的

には一部薄い線維被膜を有する脂肪腫であった(Fig.

3)。

術後経過:術 後約1週 間で排尿障害は改善 し,仙 骨

部痛は消失した.ま た下肢症状の改善 も認めた.ウ ロ

ダイナ ミックスではUFMで 鋸歯状バ ターンは正常

化したが(Fig.4),CMG-EMG上DSDは 残存し

ていた.

症例2

患老:27歳,男 性

主訴:排 尿困難 尿失禁

既往歴:4歳 時,急 性糸球体腎炎

現病歴:3な い し4年 前ごろよ り排 尿困難 尿失

禁,残 尿感が出現し,1985年8月 当科を受診した.ま

た陰茎の勃起は起こるが早漏で性 交前に射精が起こ

り,結 婚後6年 を経るが実子に恵まれない.

現症:栄 養 ・体格ともに中等度である.初 診時,知

覚障害なく,球 海綿体反射 および挙睾筋反射も認め

る.ほ か仙骨部の皮慮にhairypatchを 認 める以外,

理学的所見には異常ない.

検査成績:血 液一般,生 化学検査に異常はない.精

液検査では精子数5.4×lo7/m1で,奇 形率,運 動率に

は異常なし.

X線 検査:単 純X線 ではS1以 下に脊椎破裂を認め

る.IVPで は上部尿路に異常を認めない.排 尿時膀

胱尿道造影では膀胱は肉柱形成が著明で,排 尿時,膀

胱頸部ば開大するが,尿 道外括約筋が過緊張で排尿は

できない(Fig.5).脊 髄造影では仙骨部 で拡大像を

示し(Fig.6),MRI-CTで はL5～S1部 脊髄後面に

high-dcnsityareaが あ り,皮 下脂肪との連続性が疑
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Fig.5。 症例2,排 尿時膀胱尿道造影 膀胱頸部は開

大しているが,尿 道外括約筋が過緊張で排尿

できず.

・蛎 矯

Fig.6.症 例2,ミ エ ロ グ ラ フ ィ ー

われ た(Fig.7).

ウ ロダ イ ナ ミッ クスCMGで は 排 尿 筋 反 射 尤 進

(overactivedetrusor)を,EMGで は 尿 道外 括約 筋

過 緊張(overactivesphincter)を 示 し・DSDを 呈

して いた(Fig.8).UFMで は 著 明な 鋸 歯 状 パ ター

ンを示 し,50m1の 残 尿 を 認 め た(Fig.9).
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Fig.7.症 例2,MRI-CT像.L5～S1… 脊髄 後 面

にhigh-densityareaが あ り,皮 下 脂 肪 と

の連 続 性 が 疑 われ る.
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Fig.8.症 例2,CMG(下)-EMG(上)・over-

activedetrusor-overactivesphincterを

呈 して い る.

一
Fig.9.症 例2,術 前UFM.著 明 な鋸 歯 状 パ タ ー ン

で,50mlの 残 尿 を認 め る.

以上より,遅 発性麻痺をきたした潜在性二分脊椎の

診断で1986年ll月21日,当 院整形外科において椎弓切

除術,腫 瘍部分摘出術および終糸切断術が施行された.

組織学的に腫瘍は症例1と 同様の脂肪腫であった.

術後経過:排 尿は術前に比ベスムーズとなり,頻 尿

も軽快 し,残 尿も消失 した.ウ ロダイナ ミノクスでは

CMGは 不安定膀胱(unstablebladder)で あるが,
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Fig.10.症 例2,術 後CMG(下)-EMG(上).膀

胱 容量は増大し,尿 道外括約筋の過緊張も軽

減 している.

一
Fig.11.残 尿 は消 失 した が,鋸 歯 状 パタ ー ンは残 存 し

て い る.

膀胱容量は増大し,EMGで も尿道外括約筋の過緊張

は軽減 している(Fig.Io),UFMで は術前と同様の

鋸歯状パターンを呈したが,残 尿は認めない(Fig.

11).

ところが術前に比し,勃 起時の陰茎剛度は減弱し,

早漏はいっそう著明とな り,そ の結果完全な勃起が生

じる前に射精が起こるようになった,勃 起不全に伴 う

不妊に対し現在塩酸パパベリンの海綿体内注入を行い

ながら計画的な自然受精を 目指しているが,ま だ妊娠

は得られていない.

考 察

Tetheredspinalcordsyndromeは1918年Bric.

knerに よ っ て 報 告 さ れ1),filumterminale,cord

traction,tetheredconusmedullaris,tightfilum
,

10wconussyndrome等 種 々 の 病 名 で 呼 称 され て い

る2).

本 疾 患 発 症 の 原 因 はmeningomyelocele術 後 の 癒

着 に よ るarachnoitisな ど に よ る も の も 報 告 さ れ て

い る3)が,多 くはlipomeningoccle,thickencdfilum

terminale・diastematomyeiiaな ど に よ る 脊 髄 や 馬

尾 神 経 の 紳 展 や 圧 迫,虚 血 に よ る も の で あ る2).木 症

例2例 も術 中所 見,病 理 所 見 よ りlipomeningocele

に よる神 経 障 害 に該 当す る も の と思 わ れ る.Yamada

は 猫 を用 い た 実 験 モ デ ル よ り生 理 学 的 な 見 地 か ら

tethcrcdspinalcordsyndromeの 病 因 に つ い て 推 察

を行 って い る4).そ れ に よる と1ipomeningocele等

に よ って 脊 髄 や 脊髄 終 糸 が伸 展,圧 迫 され る こ とに よ

り神 経 細 胞 内 ミ トコ ン ド リア のoxidativemetabo-

lismを 阻 害 し,一 ユ ー ロン細 胞 体や 軸 索 の 組 織 学 的

な 損 傷 を 引 き起 こす と して い る.

と ころ で,全 脊 髄 腫 瘍 に 占め る 三ntraduralIipoma

は約1%と いわ れ5),後 述 の ご と くspinabi丘daと

の関 係 が 強 く示 唆 され て お り,spinabifidaの4.2

%6),spinabifidaoccultaの20%7)カ ミIipomaを 有

す る とい わ れ て い る.な に ゆ え,spinabifidaに

intradurallipomaを 合 併 しや す い のか,未 だ 明確 に

解 明 され て い な いが,発 生 学 的 にneuraltubeの 閉

鎖 遅 延 とintradurallipomaの 増 殖 とは 関 連 性 が あ

り,外 胚 葉 成 分 由来 で あ るlipomaは 胎 生7週 以前

に脊 髄 にお け るvascularizationの 過 程 で 脈 管 周 囲

の間 葉 系 細 胞 よ り分 化,増 殖 して い く もの と推察 され

て い る5・6).intradurallipomaは 病 理 学 的 に は他 の

部 位 で 生 じるlipomaと 異 な り,硬 く皮 下 脂 肪 様 で,

encapsulationさ れ てお らず,線 維 組 織 で分 隔 され,

しば しば脈 管組 織 と接 して い る7・8)ま た 肉 腫 化 す る

こ とは 稀 とされ て い る5).本 症 例 も脂 肪 腫 はcncapsu

lationさ れ ず,皮 下脂 肪 と連 続 して い た .

本疾 患 に よ る麻 痺 の 発 症 は 進 行 性 で,大 半 が 幼 小児

期,特 に5歳 以 下 で あ り6),本 症 例 の よ うに成 人 発症

例 は 一 般 に 稀 と され て い る.症 状 と して は 間 歌性 の腰

部,下 肢 痛,下 肢 の シ ビ レや変 形,知 覚異 常,潰 瘍 形

成 とい った 症 状 の ほか,45%以 上 に排 尿 困 難,尿 失

禁 頻 尿,夜 間頻 尿,反 復 性 尿 路 感 染 とい った 泌 尿 器

科 的 症 状 を有 す る6・9・1。).Kondoi。)は15人 の成 人tc-

theredspinalcordsyndrome患 者 に つ いて 調 査 し

た 結果,排 尿 困難 を40%に,頻 尿33%,残 尿 感33%,

陰萎 を13%に 認 めた と報 告 して い る.排 尿 障 害 が 初期

症 状 で あ る こ と も多 く,特 に 遅 発 性 発 症 の 場 合,尿 失

禁 が初 発 症 状 で あ る こ とが 多 い とい われ て い る 且D.そ

れ ほか 皮 膚 症 状 と してhairypatch,pigmentation,

subcutaneouslipoma,dimple,dermalsinus等 が

挙 げ られ る・ これ ら皮 膚 症 状 はtetheredspinalcord

syndromcの 診 断 に は 重 要 で,spincbifidaocculta

の約75%に 認 め ら れ12),こ れ ら皮 膚 症 状 を 認 め た 場

合,本 疾 患 を 念 頭 に お く必 要 が あ る と思 わ れ る.本 症

例 の場 合,症 例1,症 例2と も に排 尿 障 害 を 主 訴 と

し,仙 骨 部 に そ れ ぞ れ 拓 贅,hairypatchと い った 皮



大西,ほ か:脊 髄係留症候群 。神経因性膀胱

膚 症状 を 認 め て い る.し か し涜贅 に つ い て は過 去 に報

告 例が な く,本 症 例 は 比 較 的 稀 な例 と思わ れ る.

ウ ロダ イ ナ ミッ クス で はundcractivedetrusor5),

hypertonicbladderを 呈 す る こ とが 多 く12),前 述 の

Kondoに よる と60%はdetrusorareflexiaを,6.6

%はhyperreflexiaを,13.3%はmixedlesionを

呈 し,6.6%は 正 常 パ タ ー ンで あ った と報 告 して い る.

Hellstroml3)は それ ぞれ50%,27%,2%で,ll.1

%は 正 常 パ タ ー ンで あ った と して い る.Fukuii4)ら

は46名 のtetheredspinalcordsyndrome患 者 の ウ

ロダイ ナ ミ ッ クスに 関 して詳 細 に報 告 して い る.そ れ

に よる と,大 半 の 症 例 はhypertonicbladdcrを 示

し,膀 胱 頸 部 の開 大 に 高 い 膀 胱 圧 を要 し,そ の結 果 患

者 は腹 圧 を加 え 排 尿 を 行 う。 しか し高 い尿 道抵 抗 と不

完 全 な骨 盤底 筋 群 の 収 縮 か ら,い わ ゆ るdetrusor-

externalurcthralsphincterdyssnergia(DSD)

を 示 し,そ の 結 果,低 尿 流 量 に な る と して い る.本 症

例 も症 例1,2と もに ウ ロダ イ ナ ミッ ク ス 上DSD

を呈 して い た.DSDを 多 くの症 例 に認 め る と い うの

は 一致 した 見 解15)で,排 尿 障 害 を 括約 筋 の弛 緩 不 全 に

も とめ る意 見 も多 い が,小 児 の 場 合,uninhibited

¢ontractionに 対 す る 随意 的 な反 応 で あ る とい う意 見

もあ る13).

排尿 時 膀 胱 尿 道 造 影 も ウ ロダイ ナ ミッ クス と並 び,

病 態 を把 握 す る のに 有 用 で,膀 胱 の 肉柱 形 成 や 排 尿 時

に お け る膀 胱 頸 部 の 開 大不 全,括 約 筋 部 尿道 の弛 緩 不

全 とい った 所 見 が 観 察 され る.Hellstromi3)は,18

名 中4名 に10wgradeのVURを 認 め,う ち2名

はdyssnergiaに よる二 次 的 な も の であ った と述 べ て

い る.上 部 尿 路 に 関 して は あ ま り記 載 が な いが,他 の

・nyelomeningoceleと 異 な りあ ま り変 化 を 認 め ない

よ うで あ る.

Tctheredspina正cordsyndromeの 診 断 は 前 述

の症 状 に 加 え て,骨X線 検 査,脊 髄 造 影,X線CT,

MRI-CT等 に よ り行 な わ れ る.骨X線 所 見 で は 二 分

脊 椎 や仙 骨形 成 不 全,脊 椎 管 の拡 大,扇 形 脊 椎 な どが

挙 げ られ るが,こ れ ら の変 化 は1/3以 下 に しか認 め ら

れ な い とい う6).そ の ほか,脊 柱 の側 轡 や後 轡,脊 椎

分 離症 椎 弓 の歪 曲,脊 椎 の溶 解 な どの 変 化 が 挙 げ られ

る.診 断 法 と して は 脊 髄 造 影 が 最 も有 力 と考 え られ て

お り,本 疾 患 に 特 徴 的 な脊 髄 造 影 所 見 と して硬 膜 管 の

拡 大,脊 髄 円 錐 の 低 位,脊 髄 終 糸 の 肥 厚,ブ ロ ッ ク

鍛,dermalsinusな どが 挙 げ られ る8・9)が,必 発 の所

見 とは い えな い5).ま た最 近 で はMRI-CTが 診 断 に

有 用 で あ る.

治 療 に 関 して は 神 経 症 状 が な けれ ば 手術 治療 の必 要
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はないとい う意見もある7)が,一 般に症状は進行性で

あ り,発 症後長期を経たものでは手術成績が芳しくな

いことから,症 状がなくても早期に手術治療を行なう

というのが諸家の一致した意見である9).手 術法とし

ては皮下脂肪腫の みの切除で は将来的に腫瘍が 増大

し,症 状が悪化する危惧があり,ま たその際の手術操

作の困難さから推奨されていない11>Thomas6)は 椎

弓切除術のみを行っているが,椎 弓切除術に加えて,

腫瘍の部分切除と脊髄終糸の切断術が広く行われてい

る8).腫 瘍の全摘は脊髄や神経根を損傷する危惧から

不可能であ り,ま た無意昧であ るといわれている5).

手術治療を施行することによりAnderson9)に よる

と排尿障害の約25%が,KondoiO)に よると67%が 良

好な成績を得ている.た だ し,知 覚 ・運動障害を有す

る症例,症 状が3年 以上にわたる症例,皮 膚症状を伴

う症例では術後の成績はあまり良好とはいえず,早 期

手術の必要性が強調される.排 尿筋障害が手術療法を

行 うことにより良好な改善を認めるのに対 し,括 約筋

障害の改善は芳しくないといわれる.括 約筋障害改善

の割合はAl-Mefty2)に よると25%,福 井17)は50%が

軽快し,25%は ほぼ完全に改善を認めたと報告してい

る.わ れわれの症例でも排尿障害は軽快 しているが,

ウロダイナミノクス,排 尿時膀胱尿道造影上尿道外括

約筋の過緊張は残存 している.

今回稀とされ る成人発 症tetheredspinalcord

syndromeの2例 を報告 したが,少 なくとも膀胱尿道

機能に関しては整形外科医,脳 神経外科医,小 児科医

ら関連各科が協調 し合い,適 切な診断,早 期治療を行

な うことにより対処可能な疾患であると考える.

結 語

排 尿 障 害 を主 訴 と した 成 人tetheredspinalcord

syndromeの2例 を 経 験 した の で,若 干 の 文 献 的 考察

を 加 え て報 告 した.
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