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骨盤 内に発生 したCastleman diseaseの1例
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   About 50% of the cases with Castleman disease firstly described by Castleman in 1956 occur 
in the thoratic cavity. The pelvic cavity is a rare location affected by the disease; there are only 
7 reports. Herein, a case of Castleman disease of the pelvic cavity is reported. A 41-year-old man 
complaining of microscopic hematuria consulted us. Dripintravenous pyelography and compute-
rized tomography showed a solitary mass at the pelvic  retroperitoneum. Abnormal laboratory find-
ings were as follows; glucose tolerance test (GTT), erythrocyte sedimentation rate, az-globulin 
level, CRP titer and hematuria. With the diagnosis of a pelvic retroperitoneal tumor, pelvic ex-

ploration was performed. The resected tumor was encapsulated, elastic hard and 4 x 3 x 2 cm in 
size. The cut surface was homogeneously granular and yellowish white in color. Histological 
diagnosis was the plasma cell type of Castleman disease. Within three weeks after the operation, 
laboratory abnomalities diminished except for GTT and microscopic hematuria. The patient is 
free from the disease with no signs of recurrence for 2 years postoperatively.

(Acta Urol. Jpn. 36: 1093-1096, 1990)
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緒 言

Castlemandiscaseは1956年 にCastlemanら が

初 め て報告 した,限 局性 の リンパ節 腫 脹 を示 す 予 後 良

好 な疾 患 で あ る.わ れ わ れ は,最 近,き わ め て 稀 な

Castlemandiseaseの 骨 盤 内発 生 例 を経 験 した の で

報告 す る と共 に若 干 の文 献 的 考察 を 加 え た.

症

症例 ・41歳,男 性

主訴=顕 微鏡的血尿

既往歴:左 鼠径ヘルニア手術

家族歴:特 記すべきことなし

現病歴:1985年12月,

度耐糖能異常,

例

当院人間 ドックにて血尿,軽

HBs抗 原陽性を指摘され,そ の後,

内科で経過観察されていたが,血 尿が消失しないため

1986年12月3日 当科を受診 し,精 査 目的で入院した.

入 院 時 現症:体 格,栄 養 中等 度.眼 瞼結 膜,眼 球 結

膜 に異 常 な く,胸 腹 部 に も異 常 所 見 を認 め な か った.

全 身 リンパ節 は 触知 しなか った.

入院 時 検査 成 績(異 常 値 の み)

蛋 白分 画:Alb56.6%,α 、-glb3.8%,α2-glblO.8

%,Q-glb13.5%,7-glb15.4%

75go-GTT:前lo7mg/dl,30分 後178mg/d1,

60分 後190mg/d1,120分 後126mg/dl,dlRI/dBS:

0.75

血 清=CRP3十,RA±,HBs-Ag×16,ESR86

mm/hr

尿 沈 渣;RBC4～5/hpL

X線 検査:DIPで 右 仙 骨 部 尿管 の 内側 へ の偏 位 が

認 め られ た(Fig・1)・CTで は大 腰 筋 内 側 に鶏 卵 大

の 充実 性 腫 瘤 を認 め,そ の腫 瘤 に よ って尿 管 が 内側 に

圧 排 され てい る 所見 が 得 られ た(Fig.2).ま た,動

静 脈 造影 では 異 常所 見 を 認 め なか った.
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Fig・1・ DIPshowsmedialdiviationofright

pelvicureter.
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Fig.2.EnhancedCTshowsthetumorexisted
adjacenttopsoasmajormuscleand
rightureterdisplacedmedially.
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Fig.4.Lowpowerview(×100)ofthetumor,

HEstain=ThetumorcomposedofIym-

phoidtissuewithsheetofplasmacellsin

theinterfolliculartissue.
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Fig.5.Highpowerview(×400)ofthetumor,

HEstain:Matureplasmacells

こ誌

Fig.3.Grossappearance:Thetumormeasured

4x3x2cmandthecutsurfacewasycllowish

white,granularandhomogeneous.

以上の諸検査より右骨盤内腫瘍との臨床診断を下

し,1987年1月21日 手術を施行した.腫 瘤は総腸骨動

脈か ら外 腸骨動脈にかけて,そ の前方に存在してい

た.腫 瘤の後面は腸骨動静脈の間から仙骨前面に達し

ていたが,周 囲組織との剥離は容易で,腫 瘤を一塊と

して摘出することができた.

摘出標本:腫 瘤は4x3×2cmで 弾性硬,表 面平滑

な白色被膜に包まれていた.そ の割面は,黄 白色均一

で,わ ずかに穎粒状を示す充実性組織で満たされてい

た(Fig.3).病 理組織学的検査では,胚 中心を持っ



Table1.

武 田,ほ か:骨 盤 内Castlemandisease

ReportedcasesofCastlemandiseaseinthePelvicretroperitoneum

1095

AbnormalitiesofNo
.AgeSexChie}complainla50

ratoryfindings
IVPfindingsTherapyType` Otfterfindings Authors

159M

258M

336F

459F

519

s27

758

841

urinary

frequency

peripheral
neuropathy

lowerabdominal

pain

lowerabdominal

mass

Flowerabdominal

mass

Furinaryfrequency

lowerabdominal

mass

Mbodyweightloss

generalfatigue

Mmicroscopic

hematuria

ESRt

coldagglutininl

immunoglobulin1

displacementof

bladder

displacementof

ureter

displacementof

ureterandbladder

displacementof

ureterandbladder

ESRldisplacementof

廿vom60cytopeniaureterandbladder

colloidreactionl

ESRldisplacementof

immunoglobulintureterandbladder

ESRldisplacementof

CRPIureter

resectionHV

resectionHVpolyneuropathy

resectionHV

irr昌di言tion囲V十PC

resectionHV

resectionHV

resectionPC

resectionPC

Daley°i

Mallorys'

Tanakae'

swellingoflymphGaba"
node(supraclavicula,

azlllaandinguen)
splenomegaly

polyneuropatby
papilledema

Kumar81

lizumf"

VonEckmann101

presentcase

*HV:hyalinevasculartype

PC:plasmacelltype

た 大 小不 規 則 な リ ソバ濾 胞 構 造 が あ り,濾 胞 間 に プ ラ

ズ マ細 胞 の 著 明 な増 殖 を 認 め た(Fig.4,5).こ れ ら

の所 見 よ りCastlemandisease,plasmacelltype

と診 断 され た 。

術 後経 過=術 後 経 過 は良 好 で,術 前 に み られ た 赤 沈

充 進,CRP陽 性,α2-globulin増 加 は 正常 化 した.

しか し,血 尿,耐 糖 能異 常 は 術 後 も改善 せず,現 在 も

経 過観 察 中 で あ る.ま た,術 後 に施 行 した 胸部CT

で は異 常 を 認 め なか った,

考 察

本 症は,1956年 にCastlemanら1)が 最 初vご報告 し

た 疾患 で あ る が,そ の 後は 報 告者 に よ ってfollicular

lymphoreticuloma,lymphnodalhamartoma,an-

giomatouslymphoidhamartoma,benigngiant

lymphoma,giantlymphnodehyperplasiaな どと

種 々の名 称 で記 載 され てい る.本 症 の病 因 につ い て は

過 誤 腫説,腫 瘍 説,炎 症説 の3説 が あ り,未 だ一 致 した 見

解 は得 られ て お らず,こ の こ とが報 告 者 に よって 記 載

名 が 異 な る 理 由 で あ る.し か し,一 般 に はCastle-

mandiseaseと 呼 ばれ る こ とが 多 い.Kellerら2)は

本 症 をhyalinevasculartype(以 下H-V型)と

plasmacelltype(以 下P-C型)お よび そ の 混 合型

に 分類 し,そ れ ぞれ の 組織 学 的,臨 床 的 特 徴を 述 べ て

い る.H-V型 は リンパ濾 胞 の増 生 と,毛 細 血 管 の 著

明 な増 生 と硝 子化 が 特 微 で,リ ンパ 濾胞 は 小 さ く,毛

細 血 管 の 放 射 状 穿通 を 認 め る こ とが 多い ・ 臨床 的 に は

無症状で,検 査成績でも異常を認めないことが多く,

レントゲン検査の異常陰影で気付かれることがほとん

どである,P-C型 は リンパ濾胞間組織に著明な成熟

形質細胞の増殖を認めるのが特徴である.臨 床的には

全身倦怠感,発 熱が多くの症例で認められ,検 査成績

では貧血,赤 沈充進,高 γグ・ブリン血症等の異常を

示すことがある。発生頻度はH-V型 が圧倒的に多

く,高 橋の3)報告ではH-V型 が欧米では83.3%,本

邦 では91.5%を 占めている.ま た,発 生部位では胸部

が約50%と 最 も多く,つ いで欧米では腹部が,本 邦で

は頸部が多く約20%の 頻度である.骨 盤内発生例はき

わめて稀で,わ れわれが調べえた限 りでは今日までに

欧米で5例,本 邦で2例 の計7例 が報告されているに

過ぎず,自 験例が世界で8例 目であると思われる4-1。)

(Tablel),年 齢は19歳 か ら59歳に分布してお り,男

女ともV=-4例 ずつである,主 訴は下腹部腫瘤が3例 と

最も多 く,頻 尿が2例,下 腹部痛,血 尿,末 梢神経障

害,体 重減少がおのおの1例 ずつとなっており,本 症

に特徴的な症状は認められない.レ ントゲソ検査では

IVP所 見が明らかな7例 全例で尿管または膀胱の圧

排所見が認められたが,他 の部位の試験切除を行った

1例 を除いては正確 な術前診断がなされていなかっ

た.こ れは,本 症の骨盤内発生がきわめて稀であるこ

と,本 症に特徴的な レントゲソ検査所見がないことな

どから,組 織学的検査以外では診断が困難であること

を表している.Josephら11)はP-C型 のCT,超 音

波,血 管造影では本症に特有な所見は得られず,唯
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一 ,腫 瘤 の 栄 養血 管 が 血 管造 影 に よ って 明 らか に な っ

た の み で あ った と報 告 してい る,た だ し,H-V型 に

つ い て は,血 管に 富 んだ組 織 学 的 特 徴か らenhanced

CT,血n'造 影 でtumorstainが 得 られ た との報 告 が

あ り12),lymphoma,sarcomaな ど との 鑑 別 診断 に は

有 用 で あ る可 能性 が あ る,治 療 方 法 は外 科 的 切除 術 が

施 行 され て い る場 合 が ほ と ん どで,骨 盤 内 発 生例 で も

7例 に外 科 的 切除 術 が 施 行 され て お り,1例 に のみ 放 射

線療 法 が 施 行 され て い る.予 後 は一 般 的 に 良 好 と され

て お り,骨 盤 内発 生 例 で は外 科 的 切除 術 を 施 行 され た

7例 は全 例 予 後良 好 で 腫瘤 の 部分 切 除 に お わ った 症 例

で も再 増 殖 は み られ て い ない.し か し,放 射 線 療 法 を

施 行 され た1例 は7)全 身に リンパ節 の 腫脹 が認 め られ

た ため に 放 射線 療 法 を選 択 された が,そ の効 果 は 認 め

られ て いな い.た だ,こ の1例 はH-V型 とP-G型

の 混合 型 で あ るが,そ の混 合 型 と組 織 学的 特 徴 が類 似

す る ため,鑑 別 診 断 の上 で 最 も問 題 とな るplasma

celldyscrasiaと 臨 床 的 に一 致す る 点 が きわ め て多

く,Castlemandiseaseよ り,む し ろplasmacell

dyscrasiaと 考 えた ほ うが 良 い よ うな印象 を受 け た,

自験 例 は血 尿,赤 沈 充 進,CRP陽 性,α2-globulin

増 加,耐 糖 能 異常 を 伴 ってい た が,術 後 も血 尿,耐 糖

能 異 常 は 存 続 した.Castlemandiseaseに 伴 う異 常

所 見 は術 後 改 善す る こ とが ほ とん ど であ り,自 験 例 に

み られ た 血 尿,耐 糖 能 異常 はCastlemandiseaseと

は 無 関係 で あ った と考 え られ た.

結 語

Castlemandisease,plasmacelltypeの 骨 盤 内発

生 例 の1例 を経 験 した が,自 験 例 は世 界 で8例 目に あ

た る と思わ れ る.外 科 的切 除 術 を施 行 し,2年 以 上 た

った 現在 も再 発を 認 め て い ない,術 前 に み られ た 赤沈

充 進,CRP陽 性,aZ-globulin増 加 は,術 後 改 善 し

た が血 尿,耐 糖能 異 常 は術 後 も不 変 であ った.

御校閲を賜りま した岐阜大学河 田幸道 教授 に 深謝 致 しま

す.

本文の要旨は第156回 東海泌尿器科学会にて発表 した.

文 献

1)CastlemanB,IversonLandMenendezVP:

Localizedmediastinallymph-nodehyperpla-

sieresemblingthymoma.Cancer9:822-

830,1956

2)KellerAR,HochholzerLandCastleman

B:Hyaline-vascularandplasma-celltypesof

giantlymphnodehyperplasiaofthemedia-

stinumandotherlocations.Cancer29:

670-683,1972

3)高 橋 隆 一=Castlemanリ ン パ 腫.医 療37=647-

653,1983

4)DaleyMandCornogJLJr:Pelvicretro-

peritoneallymphoidhamartoma.JUrol

97:235-239,1967

5)MalloryAandSpinkWW:Angiomatous

lymphoidhamartomaintheretroperito-

neum.AnnInternMed69:305-309,1968

6)TanakaT,KobayashiK,ShoTandHama-

zakiM:Castleman'slymphomaamongJap-

anesepopulation.ActaPatholJpn26;547-

559,1976

7)GabaAR,SteinRS,SweetDLandVaria-

kojisD:Multicentricgiantlymphnodehy-

perplasia.AmJCIinPathol69:86-90,1978

8)KumarDandShahS:Angiomatouslym-

phoidhamartomaorpseudolymphomaof

pelvicretroperitoneum.Urology13:677-

681,1979

9)飯 泉 達 夫,柄 沢 英 一,柳 沢 良 三,富 永 登 志,浅 野

美 智 雄=骨 盤 腔 内 に 発 生 した 血 小 板 減 少 症 を 伴 う

Giantlymphnodehyperplasia(Castleman)

の 一 例.日 泌 尿 会 誌74:1252-1257,1983

10)VonEckmannA,KloseKJandBruckner

R:Castleman-TumorimkleinenBecken.

Rontgenpraxis39:131-134,1986

11)JosephN,VogelzangRL,HidvegiDand

NeimanH:Computedtomographyofretro-

peritonealCastlemandisease(plasmacell

type)withsonographicandangiographic

correlation.JComputAssistTomogr9:

570-572,1985

12)李 茂 基,藤 田 直 孝,矢 野 明,小 林 剛,望 月

福 治,山 崎 匡,伊 藤 賢 司,菅 原 伸 之,深 尾 彰,

小 野 寺 博 義,沢 井 高 志:超 音 波 集 検 に て 発 見 さ

れ た 後 腹 膜 腫 瘍(Castlemanリ ン パ 腫)の 一 例.

腹 部 画 像 診 断6:299-304,1986

(ReceivedonApril5,1990/

¥AcceptedonMay25,1990/

(迅 速 掲 載)


