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   We present a case of  retroperitoneal Castleman's disease associated with bladder tumor. The 

patient was a 62-year-old man, who underwent partial cystectomy under a diagnosis of bladder 
tumor in 1989. Subsequently, recurrent bladder tumor was detected and he consulted the 
outpatient clinic at our University Hospital in November, 1990, at which time computerized 
tomography (CT) revealed a retroperitoneal tumor. From February, 1991 four courses of 
combined chemotherapy (methotrexate, vinblastine, pirarubicin, cisplatin) were administered for 
the tumor. The tumor reduction rate after the chemotherapy was 60% on CT, and retroperitoneal 
lymph node dissection and left nephroureterectomy were performed in July, 1991. Histological 
examination revealed Castleman's disease, hyaline-vascular type. Fifty-nine reported cases of 
retroperitoneal Castleman's disease in Japan are reviewed. 

                                                  (Acta Urol. Jpn. 38:1041-1044, 1992) 
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緒 言

Castleman'sdiseaseは 後腹膜膣に発生す ることが

比 較的稀な原 因不 明の良性の リンパ 増殖性疾 患で あ

る.今 回われわれは,術 前に転移性膀 胱腫瘍 と診断 さ

れた後腹膜腔発 生のCastleman'sdiseaseの1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:62歳,男 性

主訴=再 発性膀胱腫瘍 の精査 ・加療

家 族歴:特 記 す べ きこ と な し

既 往 歴:1986年,左 上 眼 瞼 腫 瘍(pseudolympho-

masuspect)に て 腫瘤 摘 出術,心 筋 梗 塞 に てACバ

イパ ス術,糖 尿 病.1987年,左 上眼 瞼腫 瘍再 発 に て再

手術 お よび 放 射 線療 法.

現 病 歴:1989年Il月 下 旬 に 肉眼 的 血 尿 を 認 め某 院 泌

尿器 科 を受 診 した とこ ろ,膀 胱 腫瘍 を指 摘 され た.1989

年12月21日,同 院 に て膀 胱 部 分 切除 術 お よび 左 尿管 膀…

胱 新 吻 合 術 を 受 けた.1990年11月6日,同 院 に て膀 胱

腫 瘍 の再 発 を 指 摘 され た が,精 査 ・加 療 を 希 望 し11月

9日 当 科 を 初 診 した.12月6日,selected・sitemu一
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cosalbiopsy(以 下SSMBと 略す)を 施 行 した と こ

ろ,C正Sと 診 断 され1991年1月17日,当 科 へ 入 院 し

た.

入 院 時 現症1身 長172cm,体 重65.2kg.血 圧98/

68mmHg.前 胸 部正 中,下 腹 部 正 中 お よび 左 下腿 部

に 手術 癩 痕 を 認 め る 以外,身 体 所 見 に特 記 す べ き異 常

は 認 め られ な か った.

入 院時 検 査 成 績=血 液 一 般 に 異 常 な し.血 液 生化 学

で は,FBSが232mg/d1と 高 値 で あ る以 外異 常 は認

め ず 検 尿はRBc30～35/hpf,wBc8～lo/hpf,蛋

白(±),糖(3+),尿 細 胞 診 はclassVで あ った.

そ の 他CEA,CA19-9,Ferritinは 正 常 範 囲 内 で あ っ

た 。

画 像 診 断lKUBに て 左 腎 部に2×4mmの 結 石 陰

影 が 認 め られ た.DIPで は 左 上 部尿 管 の 外 側へ の圧

排 偏 位 が認 め られ た.CTで は 左腎 動 静 脈 お よび尿 管

を 取 り巻 くよ うに して,左 腎 門 部 を中 心 に 最 大 径68

x91mmの 充 実 性 腫 瘤 が認 め られ た(Fig.1).な お胸

部X線 撮影,骨 シ ソチで は 異 常 は認 め られ な か った.

以 上 の所 見 よ り膀胱 腫 瘍 の後 腹 膜 リンパ節 転 移 と診 断

し,1991年2月25日 よ り多 剤 併用 化 学 療 法(metho-

trexate30mg/m2,vinblastine3mg/m2,pirarubi-

cin30mg/m2,cisplatin70mg/m2)を4ク ール施 行

した.多 剤 併用 化 学 療 法4ク ー ル施 行 後 のDIPで は

左 上 部 尿 管 の外 側 へ の圧 排 偏 位 の 改善 が認 め られ,ま

た 同 時 期 に施 行 したCTで は 左腎 門 部腫 瘤 は 最 大径

38×65mmと,縮 小 率 は約60%で あ った,尿 細 胞診

はclassI～IIと 陰性 化 し,SSMBに お いて もCIS

は 認 め られ なか った.

手 術 所 見:1991年8月21日,後 腹 膜 リンパ 節 郭 清術 お

よび 左 腎 尿管 摘 除 術 を 施行 した、経 腹 膜 的 に 後腹 膜 腔

に 達 した が,腫 瘤 は 大 動脈 前 面 に て 左腎 門 部 を 中心 に

大 動 脈分 岐部 付 近 まで存 在 して い た.大 動 脈 との癒 着
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は認め られず剥離は容易で あったが,腎 門部において

左腎動静脈お よび尿管 を巻 き込み,腎 との癒着 がきわ

めて強固であ ったた め,左 腎尿管摘除術を併施 した.

術中迅速病理組織診断では,1ymphomaの 疑いがあ

るものの確定診断には至 らなか った,

摘 出標本:腎 門 部を中 心に上 下に 延 び る8×3×3

cm大 の腫瘤が認め られ,割 面は赤褐色で 出血壊 死は

認め られ なか った(Flg.2).病 理組織学的 には腫瘤は

小型 の成熟 リンパ球の増生が主体 をな し,そ の中に リ

ンパ濾胞様構造が多数認め られた.リ ンパ濾胞様構造

の中には硝子化 した血管が認め られ,ま たそれぞれの

リンパ濾胞様構造の間の部位 に も硝子化血管が多数認
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あ られ た.異 型細 胞 は な く,腎 や 尿 管 へ の 浸潤 性 増 生

も認 め られ な か った.な お移 行 上 皮 癌 の成 分 は ま った

く認 め られ ず,線 維 性 搬 痕 組 織 等 も認 め られ な か った

(Flg.3).こ れ らの所 見 よ りCastleman,sdisease,

hyaline・vasculartypeと 診 断 した.

術 後 経過:尿 細 胞診 が術 後 再 びclassVと な り,

SSMBを 施 行 した と ころCISの 再 発 が 認 め られた

た め,MMC膀 胱 内注 入療 法 に て現 在 経 過 観 察 中 で

あ る.術 後2カ 月 のCTで は 後腹 膜 腔 にCastle-

man'sdiseaseの 再 発 は認 め られ て い な い.

考 察

Castleman'sdiseaseは1954年,CastlemanらD

に よ りは じめ て報 告 され た.1956年 に は 同 じくCas-

tlemanら2)に よ り,胸 腺 腫 に類 似 した 縦 隔 リンパ節

の過 形成 と して13例 が 報 告 され て い るが,胸 腔 内,特

に縦 隔 に好 発す る原 因 不 明 の 良性 の リ ソバ 増殖 性 疾 患

であ る.1969年,Flendrig3)は 本 症 をtypelとtype

2,さ らに両 型 の特 徴 を 合 わ せ 持 つintcrmediate

groupに 分類 してい る.1972年,Kellerら4)は 本 症

81例 を集 計 し,hyaline-vasculartype(以 下HV型

と略 す)とplasmacclltype(以 下PC型 と略 す)

の2つ の組 織 型に 分 類 して い る.HV型 はFlendrig

の分類 のtype2に 相 当 し,81例 中74例 と91%を 占め

臨 床的 に は腫 瘤 に よる 圧 迫 症 状 が 出現 しな いか ぎ り

は,ほ とん どが無 症 状 に経 過 す る.組 織 学 的 に は,小

型 の胚 中心 を持 つ リソバ濾 胞 お よび リンパ 濾 胞 中心 部

の血 管 壁 の硝 子 化 さ らに濾 胞 間 毛 細 血 管 の 増 生 を特 微

とす る.一 方PC型 はFlendrigの 分 類 のtypel

に相 当 し,81例 中7例 と9%を 占め るに過 ぎず,臨 床

的に は そ の約 半 数 に発 熱,発 汗,全 身 倦 怠 感 な どの臨

床症 状 お よび 貧 血,赤 沈充 進,白 血 球 増 多,高 ガ ンマ

グ ロブ リン血 症,低 ア ル ブ ミン血 症 な どの異 常 所 見 を

呈す る.組 織 学 的 に は血 管 増 生 や 硝 子 化 が 見 られ ない

正 常 大 か ら大 型 の胚 中 心 を 持 つ リンパ濾 胞 お よび リ ン

パ濾 胞間 に お け る成 熟 形 質 細 胞 の シ ー ト状 存 在 を 特 微

とす る.後 腹 膜腔 に おけ るCastleman'sdiseaseの

発 生 は比 較 的 稀 で,本 邦 で は1964年 に 田 中 ら5)が1例

目を 報告 して い る,村 上 ら6)は1986年4月 ま で の本 邦

報告205例 を 集 計 し,こ の うち後 腹 膜 膣 発 生例 は全 体

の10,2%で あ った と述 べ て い る.1991年 に野 田 ら7)が

1990年 まで の本 邦 に おけ る後 腹 膜 腔 発 生 例45例 を集 計

してい るが,わ れ わ れ は さ らに 他 の 報告 例 を 含め,現

在 まで に 自験 例 を加 えた14例8-2。)を 集 計 しえた の で 本

邦 報告 例59例 に つ き統 計 的 観 察 を 行 った.年 齢 ・性 分

布 はll歳 か ら77歳,平 均39.3歳 で あ り,男 女 比 は1

Tablel.
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Thedistributionofageandsexin

retroperitonealCastlcman,sdisease。

年齢(歳)男 性 女性 計

10～19

20～29

30-39

40～49

50-59

60～69

70～79

3

2

7

9

2

4

1

28

3

7

6

7

3

2

0

28

6

9

13

16

5

6

1

56

不 明 3 59

11歳 一77歳,平 均 年 齢39.3歳

1と 同数 であった(Tablel).腫 瘍の大きさは5～10

cmの ものが 過半数を占め(35/60;58.3%),発 生部

位 としては腎周囲が最 も多か った(21/60;35%).な

お1例 に2ヵ 所 同時発生 が 認め られた.術 前に 本症

と診断 された症例は生検にて確定診断がえられた1例

を除けぽ皆無であった.腎 周囲の発生例が多い ことよ

り副腎腫瘍 と術前診 断された症例が多か った.治 療 と

しては外科的摘除 が施行 された症例が大多数だが,放

射線療 法施 行例が1例 認め られた.化 学療法 施行例

は,自 験例以外 には認め られなか った.組 織学的には

HV型 が79.6%を 占めてお り,予 後については不明

の報告例を除けばすべて良好であった.尿 路悪性腫瘍

を 含め,悪 性腫瘍 との合併例は自験例以外 には認め ら

なか った.本 症 には特異的検査法がな く,か つ画像診

断に おいて も特徴的所 見が乏 しいため術前診断は困難

で あ り,術 後病理組織学的に確定診断がなされ る症例

が大多数である.本 症の治療 は腫瘤の外科的摘出であ

り,こ れに よって術前の臨床症状 の消失および血液学

的異常の正常化が認 められている.症 例によっては悪

性腫瘍の疑 いが濃厚 で,リ ンパ節郭清や周囲組織合併

切除が行われる場合 もあ るが,本 来良性疾患であ り術

前の生検また は術中迅速病理組織診断にて診断がつけ

ば,腫 瘤摘 出のみで十分であると思われ る.自 験 例は,

結果的には転移性膀胱腫瘍 として化学療法 を長期間施

行 したこ とにな るが,膀 胱 のCISが 認 められてお り

治療法 としては妥 当であ った と思われる.化 学療法に

ついては,多 発性 で進行が早 くしば しば死の経過をた

どる,い わゆ るmulticentricCastleman'sdisease

におけ る奏効例 の報告2Dが あ り,こ れ らの症 例で試み

るべ きもの と思われ る.本 症 の成 因 と して は,炎 症

説,過 誤腫説,腫 瘍説があ るが,い ずれ も決定的な証

拠はな く成 因は不 明であ る.
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膀 胱 腫 瘍 に 合 併 した 後 腹 膜 腔Castleman'sdisease

の1例 を 報 告 し,若 干 の文 献 的 考察 を 加 え た 。

なお,本 論文の要旨は第354回 日本泌尿器科学会北陸地方

会 において発表 した.
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