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  A CASE OF RECURRENT YOLK SAC TUMOR OF TESTIS IN 

 CHILDHOOD  : BULKY RETROPERITONEAL METASTATIC 
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   We carried  out only high orchiectomy for a  1-year and 7-month-old boy with stage  1 yolk 

sac tumor of the testis, after 13-months a bulky retroperitoneal metastatic tumor was found. 

Following chemotherapy with CDDP, ACD, VBL, PLM and CTX two times after tumor 

resection, elevated serum AFP was normalized. He has been in  continuous complete remission 

with no evidence of disease for 3 years and 2 months. 

   Combination chemotherapy with CDDP has a dramatic effect on the yolk sac tumor 

of infantile testis. 
   We believe that "watchful waiting" after high orchiectomy alone is the best modality for 

all cases of stage 1 yolk sac tumor of the infantile testis. 

Key  words  : CDDP for children, Chemotherapy for recurrence of yolk sac tumor

は じ め に

Yolksactumor(infantiieembryonalcarci-

noma)は 成 人 のcmbryona正carcinomaよ り予 後 が

良 い と いわ れ,症 例 の 少 な い こ と もあ って,再 発 せ る

小 児 のYolksactumorに 対 し,Cis-Diamminc-

Dichloroplatinum(以 下CDDPと 略 す)を 用 い

た 報告 は まれ で あ る.

われわれは,初 診時Stage1と して高位除睾術の

みおこなった1歳7ヵ 月のYolksactumorの 小児

に,13ヵ 月後,AFPの 上昇とともに手挙大の腹部腫

瘤を認めた症例を経験した.こ の症例に対し,2回 に

わたる後腹膜転移 腫瘍 切除とCDDPを 中 心 とする

多剤併用療法をおこない,4歳8ヵ 月でAFPの 正常

化をみ,以 来7歳11ヵ 月にいたる現在までAFPの 再

上昇,腫 瘍の再発を認めていない.
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こ の症 例 の 治療 経 過 を報 告 す る と と もに,Yolksac

tumorの 治療 に つ い て若 干 の文 献 的 考 察 を加 え た,

症 例

患老lI976年7月28日 生,男 児

初 診:1978年3月7日,1歳7ヵ 月

家 族 歴:特 記 す べ き もの な し

既 往 歴:特 記 す べ き もの な し

現 病 歴:1977年12月(患 者1歳4ヵ 月 時),母 親 が

右 陰 嚢 内 容 の腫 大 に 気 付 く も放 置.1978年3月,腫 大

の増 強 を 認め 当科 受 診.右 睾丸 腫 瘍 の診 断 の も とに 右

高 位 除 睾 術施 行.

摘 出標 本 の大 部 分 は,扁 平 な細 胞 が 多 くの 空胞 を形

成 したreticularpattern(Fig.1)を 示 し,glomer-

ulus-likestructure(Fig.2),Schiller-Duvalbody

(Fig.3)も 散 見 され,Yolksactumorと 考 え られ

た が,一 部にembryonalcarcinomaに 優 位 なsol且d

pattern(Fig・4)を 示 す 部 位 も認 め られ た.

胸 部 レ線IVP,AFP,血 液 生 化 学 的 検 査 は異 常 な

く,外 来 に て 定期 的 観 察 を お こ な っ て いた が,1979

年4月,AFPの 上 昇 と腹 部 腫瘤(Fig.5)を 認 め,

IVPは 右 水 腎 症 を 示 した.

以 後 のAFPの 推移 と治療 経 過 の概 略 をFig.6に

示 す

1980年11月 ま での 治療 経 過 は す でに 滝 が 報 告t・2)し

てお り,省 略 す る.

1980年11月lo日 の手 術 に お い て,腫 瘍 はFig.7,8

の ご と く大 動脈 分岐 部 に 騎 乗 して お り,そ の一 部 を 残

して手 術 を終 え る のや む な きに い た った.

わ れ わ れ は,こ の症 例 に 対 し,単 腎 の 小児 では あ っ

たが,EasternCooperativeOncologyGroupの

示 したmodifiedVAB皿 のProtocol3)に 従 い,

誤婁
Fig.1.Reticularpatternismostdolninantinthespecimcns

ofthistesticularyolksactumor

ぢ 　 アム の ヘ コ サ ロ け ぐ ロ　 レ の へ

麟難
Fig.2.Glomerulus-1ikcstructureisseenintheso1量dpattcrnarea
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1.奎 腹部大動脈転移腫瘍

匡運]腫 瘍 と共 に摘 出 した下大静脈及 び

腫瘍 と一塊 となった尿管 を示す 。

n.大 動脈分岐部転移腫瘍

囮 摘出で きなか った腫蕩 部分 を示す 。

Fig.8。 Localizationoftheretropcritoneal

metaStat1CtUmOrS

CDDPを 中 心 とす る 多 剤 併 用 療 法 を 試み た.そ の

RcgimenをTablel,2に 示 す.

なお,す でに100mgのBleomycin(以 下BLM

と略す)を 使 用 して お り,か わ りに 使 用 したPepleo-

mycinは 成 人 量 の1/2と した.ま た,CDDP投 与 時

には,1,500ml/dayの 輸 液 と20%mannitolの 併 用

を基 本 と した.

1981年4月,modifiedVAB皿Induction2ク

ール終 了後AFPの 正 常 化 を み た が,さ らに,1982

年1月 まで,Maintenanccを10ク ー ル施 行 した ・

使 用 したCDDPのtotaldoseが576mgに 及

んだ た め,CDDPの 使 用 を 中 止 し,さ らに1982年2

月 か ら1983年3月 に か け て,Methotrexate(以 下

MTxと 略 す)400mg/m2,vincristine(以 下vcR

と略 す)O.5mg/m2,CitrovorumFactor(以 下CFと

略 す)rescucに よ るMaintenanceを4週 ご とに 施 行

した.MTXは6時 間 の点 滴 静 注 で投 与 した が,Me-

ylonを 使 用 し,尿pHを7.0以 上 に 維 持 しな が ら

MTx血 中 濃 度 が1.0×10-7MILに な る まで

Hydrationを お こな った.MTXの 投 与 開 始30分 前

にVCRの 静 注 を お こな い,CFrcscueはMTX投

与 開 始 後12時 間 よ り開 始 し,6時 間 ご と これ を お こな

い,MTX血 中濃 度 が1.0×10-7MIL以 下に な る ま

で継 続 した.MTX血 中濃 度 の推 移 をFig.9に 示

す48時 間 後 の値 は ほ ぼ1.o×Io-7MILま で下 降 し,

AlkalizationとHydrationに よ り小 児 単 腎症 例 に

お い て もそ の尿 中排 泄 は 充 分 にcontrolで きた.

modifiedVABmregimenに よる 副 作用 と して

重 篤 な もの は骨 髄 抑 制 で,Inductionlst.ク ー ルに

よ りRBC418万 →274万,Hb.10.69/dl→7.09/dl,

Ht.32.3%→26.3%,WBC7,400→200,Plt.3L4万

→4万 と下 降 したが,血 小 板 輸 血,新 鮮血 輸 血 に て対

処 で きた.ま た,Induction2nd.ク ー ル終 了後 の

pancytopeniaは1st.ク ー ル終 了 後 よ りも軽 度 であ

った が,こ れ はCoenzymcQの 併 用に よる も の と考

え て い る.Maintenance開 始 後 の骨 髄 抑 制 は,軽 微

か つ 一過 性 で あ った.

腎 障 害 は,modifiedVAB皿 開 始 前 後 で,Ccr88

1/day→891/dayと 充 分 な輸 液 を お こ なえ ば 問 題 とは

な らな か った.

modifiedVAB皿 のそ の 他 の 副 作用 と して1嘔気 嘔
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Tab旦eLInductionregimenofmodifiedVAB3

modifiedVABIII{low・dosecis・platinum},2cycles

Cyclophosphamide。600mg/m2i.v,onDayl

ActinomycinD,1.Omglm2i.v,onDayl

Vinblastine,4mg/m2i.v,onDayl

Pepleomycin。10×2/3unitslm2124hrscontinuousi、v,infusion

onDays1凹7*

Cis・platinum,40mg!m20nDavland8asan8・hrinfusion

RePeatcycle'q21days

*原 法ではBleomycin20units!m2124hrscontinuousi.v,infusion

onDays1・7

(WilliamD.Dewhysetalに よ る。}

Tablc2.MaintenanceregimenofmodifiedVAB3

VAPregimen

Vinblastine,4.Omg!m2i.v,onDayl

ActinomycinD,1,0mglm2i.v,onDayl

Cis・platinum,40mg/M2i.v,asa1-hrinfusiononDay8

Repeatcycleq21days

〔WilliamD,Dewhysetalに ょる。}

吐 は 認 め た が,CDDP投 与 後3日 目 まで に 消 失 し

た.ま た,第8神 経 障害 は認 め ず,そ の 他 の中 枢,末

梢 神 経 障 害 も認 め な か っ た.

MTX,VCRに よ るMalntenanceに お い て は ,

腎 機 能 お よび血 液 学 的 検 査 で ほ とん ど変 動 を 認 め なか

った.

1983年4月 か ら,エ ヵ月 毎 のAFP,HCG一 β,血 液

生 化 学 検 査,2ヵ 月 毎 の胸 部 レ線 に て経 過 観 察 中 で あ

るが,1984年7月 現 在,い ずれ も異 常 を 認 め て い な

い.ま た,患 者 は7歳11ヵ 月 男 児 と して の正 常 な発 育

を 示 して い る。

考 察

睾 丸 のYolksactumorは 組 織 学 的 に は,1959年

Teilumがembryonalcarcinomaの 標 本 中 に 卵 巣

のendodermalsinustumorセ こ一 致 す る 組 織 際 を 認

め,睾 丸 に お け る 卵 黄 嚢 由 来 の 腫 瘍 の 存 在 を 示 した の

に 始 ま る の.

ま た,1960年 にTeohら は,小 児 のteratocarci-

no・naと 考 え られ て い た も の の な か に ,distinctivc

adcnocarcinomaoftheinfant'stcstisとll乎 ぶ べ き

も の が あ る こ と を 示 し5),さ らに,1970年Picrceら

は,mouseの 実 験 か らYolksactumorがembryo-

nalcarcinomaか ら 分 化 し た も の で あ る こ と を 示 し

た ω.

そ して,1973年 のArmedForcesInstituteof

Pathologyの 分 類 ではEmbryonalcarcinomaの 項

にInfantilecmbryonalcarcinQmaと して加 え ら

れ7),1977年 のWHO分 類 で はYolksactumorと

し て独 立 させ て い る8).

こ うしたYolksactumorの 病 理 組 織 学 的 概 念 の

確立 と ともに,成 人 のembryonalcarcinomaと の

臨 床 経 過 の 差 異 に つ い て も,多 くの報 告 が な され て き

た.

一般 に
,2歳 以 下 で診 断 され たYolksactumor

は 予後 が 良 く,こ の場 合,初 回 治療 は高 位 除 睾 術 のみ

で可 とす る もの が 多 い6・9～夏2).

また,Yolksactumorの 転 移 経 路 に 関 して は,

Kaplanは12例 中10例 に 後腹 膜 リンパ節 転 移 を 認 め

た と して い る が13),Brackenら は66例 のstageI

の 症 例に リ ンパ郭 清 術 を お こ ない,わ ず か4例 に 転 移

を 認め た とし14),Youngら は,リ ンパ 郭 清 術 を お こ

な ったstage1の 症 例 で は す べ て 転 移 を 認 め ず,ま

た,3例 のstage皿 の 症 例 に お い て も 後 腹 膜 リ ンパ

節 転 移 は 認 め な か った と して,リ ンパ行 性 よ りも血 行

性 転 移 の 先 行 に 注 目 して い る9).

Yolksactumorの 治 療 に つ い て ,Tefftら は,高

位 除 睾 術 のみ 施 行 した9人 の患 者 の うち6人 が 死 亡,

後 腹 膜 リ ンパ 郭 清 術 お よび放 射 線 療 法 を施 行 した8人

全 部 が 生 存 し,か つ,リ ンパ 郭 清 術 後 に 出 現 した 肺 転
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移 が放 射線 療 法 に て消 失 した 症 例 を示 し,放 射 線 療 法

の重 要 性 を 示 した15),さ らに,Matsumotoら は,

高位 除 睾 術 のみ お こ な った9例 の うち4例 が 死亡,放

射線 療 法 を追 加 した19例 全 部 が 生存 して い る と述 べ て

い るゆ.ほ か に も高 位 除 睾 術 後 の 予 防 照射 の有 用 性 を

指摘 す る もの もあ るが10・11),骨 発 育 不 全 を き た した 症

例 も報 告 され て お り10・17),3歳 以 下 の症 例 に つ い て は

高位 除 睾 術後 の予 防 照 射 に 反 対 す る意 見 も多 いIS,19).

McCuHoughら は,高 位 除 睾 術 の み,高 位 除 睾 術

+放 射 線 療 法,高 位 除 睾術+後 腹 膜 リンパ 郭 清 術 の

それ ぞ れ のsurvivalrateを,53%(20/38例),55%

(6/11例),94%(15/16例)と 報 告 し,リ ンパ郭

清術 の 重 要 性 を 指 摘 し て い る20).さ らに,Colodny

らは,後 腹 膜 リンパ 郭 清術 後 に 肺 転 移 を 生 じた 症 例

に放 射 線療 法 とActinomycinD(以 下ACDと 略

す)を 用 い て 治 癒 せ しめ た 例 を 示 す と と もに,リ

ンパ郭 清 術 と化 学療 法 を 併 用 した11例(化 学 療 法 は

CDDPを 含 まず,ま た,9例 は 放 射線 療 法 も追 加)

す べ てが 生 存 して い る と 述 べ21・22),リ ンパ 郭 清術 と

化 学療 法 の 併 用 を 勧 め て い る.こ れ に 対 し,Java-

dpourは,10年 間 に経 験 した15症 例 す べ てがstage

Iか 皿で あ った と述 べ,初 回 治療 と しての 後 腹膜 リン

パ 郭 清 術 に疑 問 を投 げ か け て い る23).

この よ うに,Yolksactumorの 病理 紐 織学 的 特

徴 と臨 床 経 過 の特 微 を 論 じる こ とに よ り,そ の 初 回 治

療 に つ い て さ ま ざ まな 意 見 が述 べ られ て きた が,症 例

数 が 少 な い こ と もあ い ま って,治 療 方 針 は い まだ 確 立

され て は い な い.

1975年,Tcilumら は,AFPが 高値 のterato-

carcinomaとembryonalcarcinomaにeま 必 ず

Yolksacelementsが 存 在 す る と述 べ24),Taler-

manは,成 人 のnonseminomatousge「mcetl

tumorの37～38%にYolksacelementsが 存 在 す る

こ とを 示 し,成 人 のembryonalcarcinomaへ の

Yolksacclc・nentsの 混 入 は,む しろ予 後 を 悪 くす

る と述 べ て い る25).ま た,1981年,大 田 黒 は,小 児15

人,成 人10人 のcmbryonalcarcinomaの 組 織 像 を

詳 細 に 比 較 し,小 児 で はYolksactumorに 特 徴 的
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な所 見 が 優位 で は あ るが,成 人 のcmbryonalcarci-

nomaに 多 くみ られ るadenomatouspattern,solid

pattcrllを 示 す 部 位 も存 在 し,小 児に お い て もpure

Yolksactumorが まれ で あ る こ とを 示 した26).

これ らの こ とは,embryonalcarcinomaとYolk

sactumorの 臨 床 経 過 の 差 異 を,そ の病 理 組 織 分 類

の み で 考 え る こ と の不 合理 さを示 して い る.

Scherら は,成 人 の 睾 丸 腫 瘍 に お け るsympto-

maticintervalと 予 後 との 密 接 な関 係 を 示 し27),大

田 黒 は,年 少 の 小児 の 予 後 が 良 い こ との 理 由 と して,

や は り,母 親 が 入 浴 時 に 気 付 くな ど発 見 が 早 い こ とを

あげ て い る26).

わ れ わ れが 経 験 した 症 例 は,1歳4ヵ 月 で 発 症,診

断 まで の 期間 が3ヵ 月 のstagelの 症 例 で あ った が,

2歳 以 下 の症 例 は予 後 が 良 い,ま た,血 行 性 転移 が 先

行 す る,と す る も のが 多い の に 反 し,高 位 除 睾 術 後13

ヵ月 で 後 腹膜 腔 のbulkytumorと して再 発 した.し

か し,2回 に わ た る腫 瘍 切 除 後,小 児に 対 す る 使 用経

験 の 報 告 の み られ な いCDDPを 含 む 化学 療 法 を お

こな い,治 癒 せ しめ る こ とが で きた.Holbrookら

も,2歳3ヵ 月 で 高位 除 睾 術 を 施 行 した 患 者に,8

ヵ月 を 経 て 後腹 膜 リ ンパ節 お よび 肺に 転 移 を きた し,

tota1400mg/m2のCDDP,vBL,BLMを 用 い て

治 癒 せ しめ た 症 例 を 報 告 して い る28).さ らに,Wil-

1iamsら は,PVB療 法 に お け るcmbryonalcarci-

nomaのresponserateを88.6%と し て い るの に 対

し,Yolksactumorで は2例 では あ るがIOO9.と 述

べ て い る29),

また さ らに,Exelbyの よ うに,小 児 で は 腎障 害 が

強 くhighdoseCDDPは 適 当 で な い と い う意 見 も

あ るが12),小 児 単 腎 症 例に お い て,重 篤 な 腎 障害 もな

くtotal576mgのCDDPを 使 い え た経 験 か ら,

輸 液 と投 与法 の」二夫 に よ り,CDDPは 小 児に 対 して

も充 分安 全に 使 用 で きる の で は な いか と考 え る.

Smithら は,PVB療 法 はYolksactumorに 対

し一一時 的 に は 著 効 を 示 す が,そ の長 期 的 効 果 は い ま だ

不 明 と し,1血 行性 転 移 の 先 行 を あ げ て,stagingと し

ての 後腹 膜 リンパ郭 清 術 を否 定 しなが ら も,化 学 療 法

開 始 時 期 の 判定 に,よ り正 確 なstagingが 必 要 で あ

る こ とを 指摘 して い る18).

stageiと 考 え られ るYolksactumorに 対 し,

後腹 膜 リンパ郭 清 術 が 必 要 な のか ど うか の結 論 は将 来

を 待 たね ば な ら ない が,CDDPを 含 む 化学 療 法 が 著

効 を示 さなか ・・たYolksactumorの 報 告 は い ま

だ な く,わ れ わ れ は,AFP,HCG一 β,LDH,レ 線 学

的 検 査 の ご と き 非 侵 襲的 検 査 に よ るStaging,お よ

び,stageIの 症 例 に 対 し て は"watchfulwaiting"

が 望 ま し い と 考 え て い る.

ま と め

1)高 位 除 睾 術 後,13ヵ 月 を 経 て 発 症 した 小 児睾

丸 卵 黄 嚢 腫 の 後 腹膜 転移 腫 瘍 に 対 し,腫 瘍 切 除 と

CDDPを 中 心 とす る 化学 療 法 を お こ ない 治 癒 を み

た.

2)stageIの 小児 睾丸 卵 黄 嚢 腫 の初 回 治療 とし

ては,年 齢 を 問わ ず,高 位 除 睾 術 と"watchfulwa量t-

ing"が 望 ま しい と考 え る.

3)小 児 睾 丸 卵 黄 嚢 腫 に 対 し,CDDPは 成 人 の

embryonalcarcinomaに 対 す る と同 等 も し くはそ れ

以 上 の 効 果 を 有す る と考 え る.

4)CDDPは,小 児 に お いて も充 分安 全に 使 用 し

うる と考 え る.

本論文 の要 旨は,第31回 泌尿器 科中部連 合総会お よび第10

回尿路悪性腫瘍 研究会 において発 表 した.

稿を終え るにあた り,MTX血 中濃 度測定 に御協力いただ

いた,倉 敷中央病院製剤 部 高尾正義先生,難 波孝子先生に

深謝い た します.
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