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   A case of prostatic rhabdomyosarcoma in a 5-year-old boy is reported. He was brought 

to our clinic on Apr. 1, 1982 with complaints of pollakisuria and urethral pain. X-ray ex-

aminations revealed a huge intrapelvic tumor, and it was histopathologically diagnosed as 

embryonal rhabdomyosarcoma with a specimen of transrectal needle biopsy. Since the tumor 

was too huge to resect completely, he was initially treated with combination chemotherapy 

regimen of vincristine, actinomycin D and cyclophosphamide (VAC therapy), and resulted 

in failure. Then another combination chemotherapy consisting of cis-diamminedichloro-

platinum, vinblastine and bleomycin (PVB therapy) was tried, and the tumor showed 

reduction in size. 

   On Oct. 15, 1982, total cystectomy with ileal conduit urinary diversion was performed. 

Histopathologically, degenerative change and partial necrosis of the tumor cell were recog-
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nized.Aftertheoperation,hewastreatedwithradiationtherapyandprophylacticVAC

therapy.Butsixmonthslater,multiplepulmonarymetastasesoccurredandgraduallyin・

creasedinsizeandnumber.Thcydidnotrespondtoanyothcrchemothcrapy.Hediedon

July13,1983.

Wediscussedthechemotherapyforrhabdomyosarcoma,andemphasizedthatthePVB

therapyshouldbetriedonrhabdomyosarcomaasaninitialchemotherapy.

Keywords:Rhabdomyosarcoma,PVBtherapy

小 児 横紋 筋 肉腫 は 比 較 的 まれ な 疾 患 であ るが,小

児 軟 部 組織 腫 瘍 の約 半 数 を 占め る もの であ り,発 生部

位 で は 尿路 性 器 は 頭頸 部に つづ い て多 い,そ の 治療 法

に つ い て は近 年 い ち じる しい改 善 が み られ,と くに 化

学療 法に お い ては,vincristine,actinomycinD,

cyclophosphamide3剤 併 用療 法(以 下VAC療 法)

の有 効 性 が 一般 に 認 め られ てい る,

今 回,わ れ われ は前 立 腺 原 発 と考 え られ る小 児 横紋

筋 肉腫 を経 験 し,当 初VAC療 法 を 施 行 した と ころ

無 効 で あ った が,つ ぎにcis-diamminedichloroplat-

inum,vinblastine,bIeomycin3剤 併 用療 法(以 下

PVB療 法)を 試 み 顕 著 な 効果 を得 た.今 後 の横 紋 筋

肉腫 に 対 す る 化 学 療 法 に と り重 大 な 意味 を 持 つ と考

え,こ こに報 告 す る。

Pase477u/LLDH380u/L総 ビ リル ビンo.75

mg/dl,検 尿pH5.5蛋 白(一)糖(一)沈 渣 赤血

球(一)白 血球(一),止 血 。心電図 異常な し,CRP

(一),AFP<5ng/ml,CEA〈5ng/ml

入 院時X線 検査所見:胸 部X線 異常な し,IVP上

部尿路に異常を認めないが,膀 胱底部 の挙上を認める

(Fig.1),UCG膀 胱底部 の挙上 ならびに前立腺部尿

道 の 後方 偏位 と 過伸展を 認める(Fig.2),骨 盤部

CT小 骨盤腔全体を 占め る巨大な腫瘍 を認め る(Fig.

3)

病理組織学 的検査=経 直腸的針生検を施行して得た

切片の病理組織像 では,細 胞質に乏 しい円形 ない し類

円形 細胞が密に存在 し,好 酸性の細 胞質 をもつ大型 の

細胞 も散見 される(Fig.4).九 州大学 医学部第2病

症 例

患 者Y.K.5歳11ヵ 月 男

初 診:1982年4月2日

主 訴=頻 尿,排 尿痛

家 族 歴 ・既 往 歴:特 記 す べ き こ とな し

現 病 歴:1982年3月 下 旬 よ り頻 尿が 出現 し,排 尿 痛

も加 わ る よ うに な った た め,4月1日 当院 小 児科 受

診 翌 日,当 科 を紹 介 され た.当 科 受 診 時,下 腹 部 に

膨 隆 を 認 め,導 尿 に て220mlを 得 た.UCG,IVP

に て 骨盤 腔 内腫 瘍 が 疑 われ 入 院 と な った 。

入 院rl寺現症;身 長110cm,体 重19kg,体 格 ・栄

養 と もに 良 好,皮 膚 ・粘 膜 に 異 常 な し,頸 部 ・胸 部 ・

腹 部理 学 的 所 見 に異 常 な し,直 腸 指 診 で 前立 腺 部 に 巨

大 な硬 い腫 瘤 を触 知 す る.

入院 時 一 般 検 査成 積:血 沈1。4mm2。18mm,

末 梢 血 液 像 赤 血 球522×104/mm3ヘ モ グ ロビ ン15.3

9/dlヘ マ トク リ,ト43%白 血 球6,300/mm3分 画 に

異 常 な し 血 小板23.4×10`/mm3,血 液 化 学Na141

mEq/LK4・2mEq/LCIlo7mEq/L尿 素 窒 素11

mg/dlク レア チ ニ ンo・76mg/dlCalO .6mg/dlP

5・6mg/dl,肝 機 能 総 蛋 白7.29/dlア ル ブ ミン4 .5

9/dlGoTl7u/LGPTl7u/LγGTP7u/1.Al一

疑
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Fig.1.IVP.
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Showingelevationofbladder
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理 学 教 室 遠 城寺 宗 知 教 授 に よ りEmbryonalrhab・

domyosarcomaと 診 断 され た,

臨 床 経 過:転 移 巣 の検 索 を お こな った が認 め られ な

か った.ま た,尿 閉 に対 しFoleycathetcrの 留 置 を

試 み た が 疹 痛 が い ち じる しい た め膀 胱塵 設 置 術 を 施 行

した.Embryonalrhabdomyosarcomaと 診 断 され

た もの の 根 治 的摘 除 は 困 難 であ る と判断 し,ま ず 化 学

療 法 を 施 行す る こ と と した.当 初,横 紋 筋 肉腫 に 対 す る

化 学 療 法 の主 流 と な っ てい るVAC療 法 を 開 始 した.

総 投 与 量vincristine7.5mg,actinomycinDLs

mg,cyclophosphamide600mgを 投 与 した 時 点 で

腫 瘍縮 小 を認 め ず,ま た 高度 の 口内炎 が 出 現 し経 口摂

取 不 能 とな った ためVAC療 法 を 中 止 した.他 の副

作 用 は,嘔 気 嘔 吐,脱 毛,白 血 球 減 少 で あ った.つ ぎ

にPVB療 法 を 試 み,1cycle終 了 後,UCG,CTで

腫瘍縮小を認 めたため3cycleを 施行 した.総 投与量

はcis-diamminedichloroplatinum255mg,v三nbla-

stine24mg,bleomycin135mgで あ った.副 作用

は,嘔 気,嘔 吐,全 身倦怠,白 血球減少であ り,神 経障

害,腎 機 能障害,肺 線維症 な どは認 めなか った.PVB

療法後のUCG(Fig.5)で は,入 院 時のUCGに

比較 して,膀 胱底部 の挙上,前 立腺 部尿道 の偏位は改

善 している.ま た,PVB療 法後のCT(Fig.6)に

おいて も著 明な腫瘍縮小を認め,そ の縮小率は50%以

上,1ヵ 月以上持続 し部分寛解を得 た.

手術所見 ・部分 寛解を得,根 治的 摘除 可能 と判断

し,1982年IO月15日,手 術 を施行 した.下 腹部正中切

開にて骨盤腔 内に入 り,骨 盤腔内臓器を検索す るに,

前立腺 よ り膀胱 前壁,右 側壁にかけ 硬 い腫瘤を 認め

た.一 部を生検 した ところ迅速病理 診断に て悪性腫瘍

無 勉

暴
Fig.5.UCGafterPVBtherapy

Fig.6.CTafterPVBtherapy
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Fig,7.Macroscopicappearance.Tumoroccupiedtheprostate

andtheanteriorwallofthebladder
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細 胞 の 残存 を認 め た た め 膀 胱 全摘 除 術 を施 行 した.腫

瘍 周 囲 に は軽 度 の線 維 性 癒 着 を認 め た,ま た,骨 盤 腔

内 リンパ節 は腫 張 を 認 め な か っ た.回 腸 導 管 造 設 術 を

お こな い手 術 を終 了 した.

摘 除標 本:摘 除 標 本(Fig.7)は 重 量909,前 立

腺 よ り膀 胱 前 壁 に か け 黄 白色 の硬 い腫 瘍 を 認 め る.病

理組 織学 的 所 見(Fig.8)で は,一 部に 悪 性 腫 瘍 細 胞

が残 存 して い る もの の 大部 分 に お い て胞 体 の空 胞 化,

核 濃 縮 な ど の退 行 性 所 見が み られ,ま た,完 全 な壊 死

像 を示 す 部 分 もみ られ,本 症 例 に 対 す るPVB療 法 の

有 効性 を示 し てい る.切 除 辺 縁 を 丹 念 に 検索 した が,

組 織 学 的 に も完 全 切 除 され て いた.

術 後 経 過1術 後 補 助化 学 療 法 と してPVB療 法 を

1cycle施 行 した.維 持 療 法 はadriamycin,vincri-

stine,cyclophosphamide3剤 併 用 化 学 療 法 と放 射

線 療 法 の併 用 と し,上 記 化 学療 法 を2cycle,放 射 線

照 射 を4,050rad施 行 した.し か し,1983年4月15

日,肺 転 移 巣 が 出 現 し,こ れ に 対 し,adr三amycin,

vincristine,cyclophosphamide3剤 併 用 化 学療 法 を

lcyslc施 行 した が,腫 瘍 増 大 を認 め た.つ ぎに,dime-

thy1-tr三azeno-imidazolecarboxamide(DTIC)を

基 礎 と し,DTIC,cyclophosphamide,VM-263

剤 併 用 化 学療 法 を1cycle施 行 した.し か し,腫 瘍 縮

小 を 認 め ず,1983年7月3日,治 療 開 始1年4ヵ 月 め

に 死 亡 した.

剖 検 所 見 ・骨 盤 腔 内 に 残 存 腫 瘍 を 認 め な い.両 肺

野,腎,副 腎に 肉眼 的 転移 巣 を認 め た.ま た,甲 状

腺,直 腸,心 に 微 小 転 移 巣 を 認 め た.肺 転 移 巣に は

pleomorphlcrhabdomyosarcomaの 存 在 も一 部 に

認 め られ た.

考 察

横 紋 筋 肉腫 は 小 児 軟 部 組 織 腫 瘍 の約 半 数 を 占 め1),

有 効 な治療 法 の確 立 され た もの と して知 られ て い る.

比 較 的 まれ な もの で あ るが,近 年 そ の症 例 数 は増 加 し

つつ あ る。

横 紋 筋 肉 腫 は病 理 組織 学 上,cmbryonal,alvcolar,

botryoid,pleomorphictypeの4型 に 細 分 され る2).

好 発 部 位 は頭 頸 部,泌 尿 生 殖 器,四 肢 で あ り,泌 尿生

殖 器 系 は 全 体 の約1/4を 占め る3).Stagingに つ いて

は,TableIの ものが 用 い られ てい る.

治療 法に つ い ては 近 年 い ち じる しい 進 歩 が み られ

る.当 初,1960年 以 前 は お もに手 術 療 法 が 中 心 とな っ

て いた.こ のた め 広 汎 な 切 除 とな る こ とが 多 か ったに

もか か わ らず,5年 生 存 率 は14%,1年 以 内 の死 亡 は

58%とKilmanら4)は 報 告 し てい る.1960年 後 半 よ

り,先 に 予 後 の改 善 を 認 め たWilms腫 瘍 の 治療 に 準

じ,化 学 療 法,放 射 線療 法 の併 用 が 計 画 的 に導 入 され

る こ と とな った,化 学療 法 は1969年Prattに よ り発

表 され たVAC療 法 に よ り,そ の 方 向が 確 定 した。

Prattに よれ ぽ4),7例 の横 紋 筋 肉腫 の 症 例にVAC

療 法 を 施 行 し,1例 に 完 全 寛 解,6例 に 部 分寛 解 をみ

た と 報 告 して い る.そ の後,VAC療 法,さ らに

VAC療 法 にadriamyc呈nを 加 えた 変 法,放 射線 療 法

そ して 手 術療 法 に よ る横 紋 筋 肉腫 のす ぐれ た 治療 成 積

が 相 つ い で報 告 され て い る.1977年423例 を 集 計 した

IntergroupRhabdomyosarcomaStudyの 報 告5)

で は,Group3,4に あ って も80%以 上 の 寛解 率 を 認

め,化 学 療 法 のみ で25%の 完 全 寛 解,さ らに 放射 線療

法 を加 え た もの で は 完 全寛 解 が50%以 上 で あ る と して

,Tablel.GroupingschemaforR .habdomyosarcoma7)

Group Definition

ILocalizeddisease鴨cornpletelyresected:

lla.Confinedtoorganormuscleoforigin,

b.lnfiltrationoutsideorganormuscleoforigin(stitllocalized>.Nolymphnode

invotvementMicroscopicconfirmationofcompleteresection.

紅Regionaldisease-grosslyresected:

a.Grossresectionwith腸microscopicresidual"demonstratedbyinvolvementofthe

marginofresection.Nolymphnodeinvolvement.

b.Gro55resectionofprimaryIesionassociatedwithinvolvedregionallymphnodes

and/orextensioninteadjacentorgan(s),

し,GrossresectionofprimaryIesionassociatedwithinvolvedreglonallymphnodes

andmicroscop}cresidua)demonstratedbyinvolvementofmarginofresection,

皿Regionaldisease・incompleteresectionorbiopsywithgrossresidualdisease.

NDistantmetastases・presentatonset(lung.liver.bone.bonemarrow,brain.anddistant

softtissueandIymphnodes).
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Table2.Clinicalcourse
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い る.1978年,Govanら6)はVAC療 法 の有 効 性 を

論 じて お り,VAC療 法 は横 紋 筋 肉腫 に 対 し確 立 され

た化 学療 法 と い って も過 言 で は な い.こ れ ら の化 学 療

法,放 射線 療 法 の成 功 を 背 景 と して極 端 な広 汎 切 除 術,

と くに 骨 盤 内臓 器 全 摘 除 術 を み な おす 努 力 も払 わ れ て

きつつ あ る.す なわ ち,療 後 の 生 活に 対す る配 慮 手

術 侵襲 の 減少 のた め,化 学 療 法 あ る い は さ らに 放 射 線

療 法を 併 用 した 初 期 非 手 術療 法 の試 み で あ る.こ れ ら

初 期化 学療 法 の報 告 もみ られ るが,生 存 率 に つ い ては

いまだ 結論 を得 て い な い7"'ll).

VAC療 法 を超 え よ うとす る試 み の ひ とつ と して,

Exclbyら11)のT6protcolが あ る が,VAC療 法 無

効 例 あ るい はVAC療 法 中 の再 発 例 に 関 して は い まだ

指 針は な い.

われ わ れ は 本症 例 に お い て,ま ずVAC療 法 を 試

み たが 無 効 で あ った.根 治 的 手 術 は 困 難 で あ る た め

PVB療 法 を 試 る こ と と した.こ れ は第1にVAG以

外 の抗 癌 剤 を 用 い る こ と,第2に 作 用 機 序,副 作 用 ス

ペ ク トラ ム の重 複 が 少 な い よ うに 多 剤併 用 を お こな う

ことか ら選 択 した も の であ る.Cis-diamminedichlo-

roplatinumはNitshke'2),楠 美 ら13)が 単 剤 投 与 し

て効果 を認 め な い と報 告 して い る が,同 じ く楠 美 らは

cis-diamminedichloroplatinum,actinomycinD,

Vincristine併 用 で効 果 を認 め た と して い る.PVB療

法 として投与 した 本症例 においては 部分寛解 を得,3
イ

cycle施 行後に根治的手術療 法をおこな うことが可能

であった.最 近発表 された多和14),神 波15)の症例に

おいて も,PVBあ るいは,cis-diamminedichloro'

platinum,vincristine.bieomycin併 用 療法 が きわ

めて有 効であった と報告され ている,

横紋筋 肉腫 も2年 以内の再発が多 く,VAC療 法に

おいては維持療法が 確立され てい るが,PVB療 法で

は維持療 法が困難であ り今後 の検討 にゆだね られてい

る.本 症例は全身多発転移に て死亡 したが,局 所再 発

は認めていない,維 持療法 を考えてい くに あた っては

放射線療 法 との兼ねあいが重要な点に なる ものと思わ

れ る.維 持療法に難 点はある ものの,抗 腫瘍効果,副

作用の面 よ り,今 後VAC療 法 無効 例のみな らず,

横紋筋肉腫の化学療法の第一選択,さ らに は,初 期化

学療法 として用 い うるべ きものと考えている.

お わ り に

5歳11ヵ 月男児にみ られた前立腺 横紋筋 肉腫 のi例

を報告 した,従 来有効 であるとされているVAC療 法

は無効 であ り,PVB療 法に おいて部分寛解を得た.

PVB療 法 はVAC療 法 無効 の横紋筋 肉腫 だけでな

く,当 初か ら試み られて よい化学療法 であ ると考えて

いる.
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稿を終え るに あた り御校閲を賜 った恩師園 田孝夫教授 に深
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