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不妊 を主訴 と したpapillarycystadenomaの1例
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A CASE OF PAPILLARY CYSTADENOMA OF EPIDIDYMIS 

  WITH CHIEF COMPLAINT OF MALE INFERTILITY
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            Toyama Medical and Pharmaceutical University 

                  (Director: Prof. T. Katayama) 

                   Yasuo KANEDA 
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   A 24-year-old man whose chief complaint was male infertility for 3 years was referred to our clinic. 

Round noduli approximately 2 cm in diameter were observed both in the left epididymis-head 

and the right para-epididymal head. These tumors were removed and they were confirmed 

to be papillary cystadenoma histopathologically. 

   Only 6 cases of papillary cystadenoma including our case were collected in Japan. 

   Pathologic lesions of this disease associated with Lindau's disease were also discussed. 

Key words: Epididymal tumor, Papillary cystadenoma, Lindau's disease

緒 言

副睾丸の原発性腫瘍は,泌 尿器科疾患のなかでも稀

有なる疾患であるが,そ の中でもきわめてまれなpa-

pilarycystadenoma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

患者;24歳,男 性,運 転手

初診:1982年4月5日

主訴:不 妊

既往歴:23歳 の時,多 発性膵嚢胞のためシャント術

をうける

家族歴3姉 が多発性膵嚢胞

現病歴:結 婚後3年 になるが嫡子ができない・妻の

妊娠歴もない.性 欲 ・勃起 ・射精は正常である.1982

年2月19日 市立敦賀病院泌尿器科を受診 し,触 診にて

両側副睾丸頭部に硬い腫瘤が認められた.同 年4月5

日富山医科薬科大学泌尿器科不妊外来を受診した.

現症=体 格栄養中等.女 性化乳房なし.胸 部理学的

に正常。腹部は平滑で肝 ・脾 ・腎を触知せず.陰 茎は

正常.両 側睾丸は正常に触れるが,右 副睾丸頭部に母

指頭大ほぼ球形,左 頭部にも母指頭大ほぼ球形の硬い

無痛性腫瘤を触知する.精 索 ・精嚢腺 ・前立腺は正

常.表 在リンパ節の腫脹はない.

入院時検査所見:

1)血 液 検査:赤 血球48フ ×104/mm3,血 色 素量

15.49/dlヘ マ トクリット45.0%,白 血球8,200/mm3,

血小板32×104/mm:'.

2)生 化学検査 総蛋白7.3g/dl,ア ルブミン4.89/

dl,AIG1.92,1.DH1161U,GOTHKU,γ 一GTP

161U,ALP8.1KAU,ZTT4.7U,TTTO.8U,



1490 泌尿紀要30巻10号1984年

150

LH-RHTest

血 漿LH

320

竃100

匿

50

196

139

A

50

言
100≧

∈)
25

LH-RHTest

血 漿FSH B

0

Fig.lA・

B.

0306090120306090120

時 閤(分)時 閤(分)

LH-RHtest;PiasmaLHincreasesabovethenormalrangeafter

injectionofLH-RH・

PlasmaFSHalsoincreasesabovethenormalrangeafterinjection

ofLH"RH

T-Bilio.9mgldl,D-Bilio.3mgldl,chEo・71pH,

T-Chol135mg/d1,TG66mg/dl,Na142mEq/1,

K4.3mEq/1,cllosmEq/l,Ca9・3mg/dl,P2・9

mg/dl,BuN12mg/dl,ク レア チ ニ ンo・9mg/dl,

尿 酸5.lmg!dl,ア ミラ ーゼ70SU,β 一リボ 蛋 白290

mg/dl,Acid-P3.9KAu,PsP=29・5%(15分),

89.5%(120分).

3)尿 検 査:蛋 白(一),糖(一),沈 湾 正 常

4)尿 一 般 細 菌 お よび結 核 菌 培 養:陰 性

5)内 分泌 学 的 検 査:FsHI6mlu/ml,1・HI7

mIu!ml,エ ス トラ ジ オ ール39P91ml,プ ロラ クチ

ン17ng/m1,テ ス トス テ ロ ン7.Ong/ml,LH-RH

負 荷 試験=LH,FSHと も過 大反 応 を示 した(Fig.

1、,A,B。)

6)精 液 検 査:精 液 量2.6mt,精 子 数0/mm3,粘

稠 度 は 水様

7)血 圧110/60mmHg

8)胸 部X線3薯 変 な し.心 電 図:正 常.排 泄性 腎

孟 造 影 右 腎 中 部 外 側 に 直 径 約2cmの 嚢 胞 を 認 め

た(Fig.2).眼 底 所 見=正 常.腎 動 脈 造影;右 腎下

極 に血 管腫 を認 め た(Fig.3).腹 部CT;多 発性 膵

嚢 胞,右 腎 の多 発 性 獲 胞,左 腎 の単 発 性 嚢 胞 を 認 め た

(Fig.4).

以 上 の所 見 よ り両 側 副 睾丸 腫 瘤 を疑 い,1982年4月

13日 腰 椎 麻 酔 下 に 両 側 副 睾 丸腫 瘤 摘 出術,睾 丸 生 検 お

よび精 管 精 嚢 造 影 を 施 行 した.こ の時 の精 管 精 嚢 造 影

では,左 右とも精嚢腺はやや拡張 しているが,精 管の

通過障害は認めなかった(Fig.5).

手術所見=右 鼠径部に精索に沿って切開をおき,陰

嚢内容を露出したところ,副 睾丸頭部に接して被膜に

覆われ周囲との癒着のない母指頭大の硬い腫瘤を認め

た.体 部から尾部にかけては正常であったため,腫 瘤

と副睾丸の一部を摘除した.左 鼠径部にも同様の切開

をおき,陰 嚢内容を露出したところ,副 睾丸頭部から

体部にかけて母指頭大の被膜に覆われた硬い腫瘤を認

めたため,尾 部も含めて摘除 した.両 側睾丸は正常で

あった.

摘 出標本:摘 出物は被膜を有する球形で比較的平滑

な腫瘤で,大 きさ右勇副睾丸頭部2.5×2.0×1.5cm,

左頭部2.4×2.0×14cmで あ った.割 面はいずれも

硬く白色の腺腫様の部分と大小さまざまのcystの 部

分があ り,前 者は透明な粘液を有 していたが,後 者は

淡血性液に満たされていた(Fig.6A,B).

病理 組織学的所見=腫 瘍は嚢胞状拡張 とその内腔へ

の乳頭状の増生が見 られ,一 部尿細管様構造形成もみ

られた.拡 張した腔内はコロイド様物質で満たされて

おり,内 腔を形成する上皮成分は,一 部線毛上皮を含

む単層あるいは重層する円柱上皮より成 る(Fig.7).

細胞質には空胞化が目立ち,明 細胞を呈す るものもあ

り(Fig.8),核 は卵形あるいは 円形で異型惟に 乏し

く,間 質は線維性結合織 より構成され,硝 子化ととも

に石灰化も認められた.以 上の所見 よりpapillary
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cystadenomaと 診断された.

睾丸では精細管の基底膜が硝子化し肥厚 してお り,

精祖細胞,精 母細胞は減少し,精 子細胞 精子は完全

に欠如 し,Sertoli細 胞 の増生がみられた.Leydig細

胞は結節状に増生していた(Fig.9).

考 察

1.発 生頻度 副睾丸に原発する腫瘍はまれな疾患

で,本 邦 で は薬 師 寺 ら1)が99例,廣 野 ら2)が128例,

杉 本 ら3)が145例,坂 本 ら4)が166例,最 近 で は 布 施

ら5)が167例 と集 計 し報 告 して い る.わ れ わ れ は,布

施 らの 報告 に未 集計 の報 告23例 と 自験 例 を 加 え た191

例 を 集 計 した(Table1).

良性 腫瘍 は148例(77.5%),悪 性 腫 瘍 は43例(22。5

%)で あ り,そ の比 は約3.5:1で あ った.な か で も

adenolnatoidtumorが81例(42.4%)と も っ と も
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Table1.Histologicalclassificationofprimaryepididymal
tumorsinJapan

(191cases)
Benigntumor 1480ases

Adenomatoidtumor

Leiomyoma

Papiilarycystadenoma

Rhabdomyoma

Hemangioma

Lymphangioma

Methothelioma

Angioleiomyoma

Teratoma

Papilloma

Fibromyoma

Fibroma

Granu[arce闘schwannoma

81

44

6

3

3

2

2

1

1

1

1

1

1

Malignanttumor 43cases

Sarcoma17

Rhabdomyosarcoma7

Reticulumcellsarcoma4

Leiomyosarcoma2

Spindlecellsarcomal

Roundcellsarcomal

Unclear2

Adenocarcinoma14

Semlnoma4

Lymphoma4

Mesothelioma2

Teratomal

Papillarycystadenocaroinoma1

Table2.PapiHarycystadenomaofepididymisinJapan

N。.報 告年度 報告者 年齢 部 位 主 訴 術前診断 術 式 大 き さ 備 考

11976津 田 ・ほか30両 側 副 睾 丸 陰嚢 内腫瘤

21976津 田 ・ほか44両 側 副 睾 丸 陰嚢内腫瘤

31976津 田 ・ほか39両 側 副 睾 丸 陰嚢内腫瘤

41978大 ・ ・ほか22薯 難 慧 騒 内腫瘤

51982中 野 ・ほか34左 副 睾 丸 嫡 子 希 望

61983自 験f列 24 左 副 睾 丸 嫡子希望右労
副睾丸頭部

副睾丸頭部 右2×1×1副睾丸結核
切 除 左2×2×1

Papillary

cystadenoma

の 疑 い

Papillary

cystadenoma

の 疑 い

副睾丸頭部 右3×2×1.5切 除
左?

副 睾丸 頭 部 右2×2×1.5
切 除 左2×2×1.O

腫 瘍 腫 瘤 摘 出
(良 性)

副睾丸結核 左 除 睾 術
の 疑 い

副睾丸結核 腫 瘤 摘 出
の 疑 い

右1.5×1.5×1.0左
1.2×1.3×1.0

右 精索 部
O.6×0.5×0.5

左1.8×1.2×1.0

左2.4×2.0×1.4

右 勇副 睾丸 頭部
2.5×2.0×1.5

azoospermia

1子 あり
眼底出血斑
左腎腫瘍の疑い

azoospermia

眼底は異常なし

azoospermia

眼底 は異 常 な し
IVP正 常

azoospermia
眼底は異常なし
腎嚢胞 腎血管腫
多発性膵嚢胞
姉も多発性膵嚢胞

N。.1～3ま で は同胞 発生

多 く,つ い で平 滑 筋 腫 が44例(23.0%)と 両者 で原 発

性 副 睾丸 腫 瘍 の3分 の2を 占 め て い る.

papillarycystadenomaは な か で も きわ め て まれ

で,1956年Sherrick6)が 初 め て報 告 して 以来,欧 米

で は40数 例7),本 邦 では 津 田8)の3例,大 田9)の1例,

中野10)の1例 を み る の み で 自験 例 は 第6例 目と思 わ れ

る(Table2).

2.発 生 病 理 発 生原 基 はMesonephrosあ るい は

Mesonephricduct(Wolffianduct)か ら と考 え ら

れu・12),副 睾丸 頭 部 のefferentductよ り 発 生 し,

それ が さ ま ざ まな 拡 張 を きた してcystを 形 成 す る と

され て い るtl).そ して,副 睾 丸 腫 瘍 の なか で唯 一 の上

皮 の特 徴 を 保 って い る もの で もあ る7).

ま た,本 症 はLindau氏 病 を 合 併 す る こ とが 多

く13),一 種 のHamartomaと も考 え られ て い る11).

3.臨 床事項1)発 生年齢1欧 米例14)では16～57

歳に,本 邦では自験例を含めて6例 において22～44歳

の間に発生してお り,青 壮年層に発生す る傾向が強い

といえる.

2)発 生部位:本 症はすべて副睾丸頭部より発生す

るが,本 邦の1例9)は 右労精索部に自験例では右労副

睾丸頭部にも認められ,欧 米例12・14)では精索部にも発

生が認められている.

両側発生をみたものは,欧 米例では約15%15)と いわ

れているが,本 邦では6例 中4例 と症例は少ないなが

ら高頻度といえる,

3)症 状:と きに陰嚢内の疹痛および不快感を訴え

るが,ほ とんどは陰嚢内の無痛性種瘤の触知により受

診する.本 症例は中野tO)の症例と同様に陰嚢内腫瘤に

は気付いておらず,男 性不妊を主訴として来院し,触
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Table3.PathologiclesionsdescribedinLindau'sdisease

Structure Lesion

1)Cerebe[lum

2)Medu閥aoblongata

3)Spinalcord

4)Retina

5)Kidney

6)Pancreas

7)Epididymis

8)Liver

9)Spleen

10)Lung

11)Adrenalcortex

12)Adrenalmedulla

and

Sympatheticchain

13)Cerebralcortex

14)Meninges

15)Bones

16)副adder

17)Skinandmucosa

18)Omentum

19)Mesocolon

Hernangioblastoma

Ependymoma

Hemangioblastoma

Hemangioblastoma

Syringomyelia

Hemangioblastoma

Cyst

Renalcellcarcinoma(hypernephroma)

Fibromaofmedulla

Capillaryangioma

Adenoma

Hemangioblastoma

Cyst

Papillarycystadenoma

Hemangioblastoma

Cyst

Tumor(hypernephroid>

Adenoma

Cyst

Adenoma

Angioma

Angioma

Cyst

Adenoma

Hy:'erplasia

Cyst

Pheochromooytoma

Paraganglioma

Hemangioblastoma

Mening[oma

Cyst

Anomaliesofdiploiovessels

Hemangioma

Hemangioblastoma

Nevus(pigmentedorvascular)

Cafeaulaitspots

Cyst

Cyst

診および手術時に腫瘍を認めている.

また,本 邦例6例 中4例 に無精子症が認め られ,両

側発生が閉塞性無精子症16>あるいは乏精子症17)の原 因

になりうると考えられる.

自験例でも,右 側が勇副睾丸頭部の腫瘍からの外的

圧迫より,左 側は頭部に生 じた腫瘍により閉塞を起こ

し無精子症が引き起こされたと考えた.し かし,睾 丸

の組織像では萎縮は認められないが,精 細管基底膜に

硝子化肥厚があ り,精 子形成能は欠如 し,Sertoli細

胞 と1.eydig細 胞の増生が認められた.1.H-RH負

荷試験でもLH,FSHと も過大反応を示 し,一 次性

性腺機能低下症の型であったため,単 なる閉塞性無精

子 症 とは 思 えず,一 次 性 性 腺 機 能低 下症 に 両 側 副 睾 丸

papillarycystadenomaが 偶 然,合 併 した の で は な

いか と考 え た.

4)合 併 症1本 症 の 合 併 症 と して はcerebellar

hemangioma,Hippel-Lindau氏 病 が,特 徴 的 であ

り18),欧 米例 の約50%に 合 併 す る といわ れ15),ま た

Lindau氏 病 の不 全 型 と も考 え られ て い る19).

本邦 で は 今 まで1例 にLindau氏 病 の 疑 いを もた

れ て い る が8),自 験 例 で も,排 泄 性 腎 孟造 影,腎 動 脈

造 影,全 身CTス キ ャ ンな どを 施 行 した とこ ろ,

Lindau氏 病 の 病 変(Table3)18)の うち,副 睾丸 の

papillarycystadenomaの ほ か に 腎血 管腫,腎 嚢 胞,



1496 泌尿紀要30巻10号1984年

膵嚢胞が認められ,さ らに姉も膵嚢胞を有してお り,

Lindau氏 病が強く疑われた.

5)治 療 および予後:治 療としては副睾丸を含めた

腫瘍摘出術が主体を占めている15).臨 床経過,各 腫検

査成績,慎 重な触診所見,さ らに手術所見,年 齢など

を考慮し,悪 性腫瘍との鑑別が因難な時はさらに迅速

標本に よる病理診断で確定 したうえで手術方針を立て,

できるだけ腫瘍のみ摘出するのが適当と考える.ま た,

Lindau氏 病 との合併症も多いので,念 頭に入れる必

要がある.な お,本 症例は睾丸の精子形成能がないた

め,不 妊に対する手術はおこなわなかった.

現症のところ再発および悪性化の報告は内外ともな

いが,自 験例のようにLindau氏 病 が疑われる場合

はrenalcellcarcinomaの 合併に留意し,慎 重な

経過観察が必要と考える.

結 語

不妊を主訴とし,腎 嚢胞 腎血管腫と膵嚢胞をとも

ないLindau氏 病が疑われた両側副睾丸papiHary

cystadenomaの1例 を経験したので,そ の発生頻度,

発生病理,臨 床事項について若干の文献的考察を加え

た.
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