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   Herein we report a case of hydrometrocolpos with left renal agenesis of a four-month-old 

girl. The hydrometrocolpos due to a transverse septum of the vagina and left renal agenesis 
were confirmed by laparotomy. The transverse septum was incised and cured successfully 

by the abdominoperineal approach. We have collected 21 cases of hydrometrocolpos with or 

without urinary tract malformations including our case in the Japanese literature and discussed 

its etiology and treatments. 
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緒 言

水子宮膣症(Hydrometrocolpos)は,膣 あるいは

膣 口の先天性閉鎖に より,子 宮お よび腔に大量の子宮

頸管分泌液が貯留 し,そ のため,嚢 腫状に拡張を きた

す疾患 であ る.新 生児 ・乳児期にみ られ る比較的 まれ

な疾患ではあるが,腹 部腫瘤を きたす疾患 の鑑別診 断

上注意すべ きもののひ とつ であ り,そ の うえ,尿 路 の

分化異常を ともな う率 が高 いことか ら,泌 尿器科学 的

に無視 ので きない疾患 といえる.

われわれが経験 した症例 では,水 子宮膣症に,片 側

腎無発生が合併 していた.こ れは,本 症例を含めた本

邦21例 の水子宮膣症中,は じめての報告 と思われ る.

本症例 の報告に,尿 路奇形 との関連 と.本 邦報告例の

文献的検討を加 えて,こ こに報告す る.

症 例

患者:4ヵ 月,女 児

主訴:腹 部腫瘤

家族歴 ・特記すべ きことな し

既往歴:在 胎40週 で正常産.妊 娠中,母 体に異常を

認めず.生 下時体重3,2409身 長48.2cm

現病歴13ヵ 月検診で下腹部 の腫瘤を指摘 され,当

院小児科に入院 した.主 訴 は,腹 部腫瘤以外に とくに

無 く,食 欲,機 嫌,睡 眠状態 は良 く,嘔 吐,発 熱,貧

血,排 便異常 は,認 めなか った.超 音波 断層法,CT

スキ ャンな どの検査で,尿 膜 管嚢胞 および左腎欠損を

疑い,当 科へ の転科 とな った.

入 院時現症:体 格中等度.栄 養状態良好.体 重7,750

g腹 部 は膨隆 し,下 腹 部正中に,恥 骨結合 よ り約1
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cmの 高 さ,幅 約8cmの ほぼ 球 状 の腫 瘤 が あ り,

茨 面 は 弾 性 平 滑 で,可 動 性 が あ った,

入 院 時 諸 検 査 成 績1血 液 所 見=RBC457×104,Hb

12.Og!dl,Ht35%,WBG8,900,尿 所 見 ・黄 色 透

明,尿 蛋 白(一),尿 糖(一),PH7.o,RBG1～2/

HPF,wBc2～3/HPF,細 菌(一),尿 比重Loo8,

尿 浸 透 圧214mOsm,腎 機 能:尿 素 窒 素7mg/dl,

ク レァチ ニ ンo.4mg/dl,肝 機 能 と くに 異 常 な し.

血 清 電 解 質Nal38mEq/1,K4.omEq/1,cl

lO6mEq/1,Ca9.6mg/dl,P5.3mg/dl,そ の 他1α 一

フ ェ ト蛋 白(一),LH5.omIu/1nl,FsH5.1mIu/

ml.エ ス トロゲ ン10pg/ml以 下,

X線 学的検査=腎 膀胱部単純写真には,異 常を認め

ず,IVPお よび膀胱造影(Fig.1A.B)で,右 腎

は異常を認めないが,左 腎は造影 されなか った.膀 胱

像は,右 前方へ偏位 してお り,VURは 認め ない。そ

の他,超 音波断層法 で は,下 腹 部 正 中 の 腫 瘤 は,

cysticpatternと して描出 され,CTス キ ャン(Fig.

2)で も同様の所見が認め られ た.腎 部CT(Fig.3)

で も左腎は確認で きなか った.以 上の所見か らは,腹

部腫瘤に対す る確診が得 られず,術 中膀胱鏡検査を含

め て手術を施行 した.

劇 闘懸

捧

Fig.1.Cystogramsshowingbladderdisplacedtotherightand

farsul〕eriorlyandanteriorly.

A:anteroposteriorprojection,B:obliqueprojection.
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Fig.3.CTscan(nabelline十30mm)=broadarrowdemonst-

ratesrightkidneybutleftkidneyisnotseeninthe

otherside.

手術所見(Fig.4):膀 胱鏡にて,尿 道お よび 膀胱

は右前方に圧排 され て お り,右 尿管 口は 正常である

が,左 尿管 口は認 めなか った.つ いで,下 腹部正中で

開腹 した ところ,膀 胱後 部に鷲卵大 の腫瘤がみ られ,

膀胱は,右 前方に 強 く圧排 され ていた.腫 瘤頂部に索

状物が付着 してお り,そ の両端に卵 巣を認めたため,

腫瘤 は,子 宮 内に液状物 が貯留 した ものと判断 した.

穿刺す る と,腫 瘤 内 よ り80mlの 淡黄色 透明液 を採

取 し,水 子宮膣症 との診断がで きた,腫 瘤を切開する

と,内 側表面は,平 滑な粘膜 でおおわれ,壁 は筋層を

含む子宮様 で,切 開創か ら金属 ブジーを腔に向けて挿

入 し,外 陰部か らみ るところの膣 内膜様物 の切開をお

こない,14Fネ ラ トンカテーテルを経膣的 に挿 入 し

た.術 後,外 来的に 定 期的ブ ジーを おこな って いる

が,膣 口狭窄は認め られ ない.な お,こ の手術時 に,

左 尿管の確認を充分に おこな ったが,左 尿管は存 在せ
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ず,そ れ ゆ え,手 術 診 断 は,片 側 腎 無 発生 を とも な う

水子 宮 腱 症(腱 のtransverseseptumに よる)と な

った.

考 察

水 子 宮 腔 症 は,1856年 にGodefroyi)が 記 載 した の

が 最 初 で,本 邦 では,20例 の 報告 が あ る.発 症 は,生

後1ヵ 月 以 内 が 多 く,大 半 が,腹 部 腫 瘤 と して発 見 さ

れ,女 子 新生 児 に お け る腹 部 腫瘤 の約15%を 占め,卵

巣嚢 腫 よ り頻 度 は高 い2)と い わ れ る.過 去 に は,腹 部

の膨 隆 を 腫瘍 と誤 ま り,子 宮 摘 出術 を お こ な った り,

安 易 な ド レナ ージが 敗 血 症 を 招 き,死 の転 帰 を と る こ

とが 多 か っ た3)が,1962年Spencer4)が,腕 閉 鎖 を

4型(Fig.5)に 分 類 し,手 術 治療 も病 型 に 合 った 選

択 を す る こ とで,予 後 良 好 とな った5).し か し,本 症

は,他 に 先 天性 の奇 形 を と もな うこ とが 多 く,と く

に,処 女 膜 閉鎖 以外 の膣 閉 鎖 で は 高 率 で,な か で も尿

路 奇 形 の 合併 は,30～50%を 示 す6)と いわ れ て い る.

発 生 学 的に,尿 路 の発 生 と性 器 の発 生 は,そ の 発 生

時 の 位 置 関 係 お よび 発 生 時 期 に深 い関 係 が あ る と推 測

され る.

Marshallら7)は,1979年 に,尿 路 ・女 性 性 器奇 形

に つ い て膣 の存 在 に 注 目 し,そ の発 生 異 常 を6つ の カ

テ ゴ リーに 分類 して説 明 した,こ れ に よ る と,正 常 の
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Fig.5.Theclassificationofvaginalobstruction

representedbyR.Spencerin1962.

A:Imperforatehymen,B:Transverse

septumofthevagina,C:andD=Low

andhighatresiaofthevagina・

膣の発育は,ミ ュラー管,ウ ォル フ管,泌 尿生殖洞の

相互作用 で成 り立つ とされ,本 症例 のよ うなvaginal

septumは,間 質の異常増殖や ミュラー管 。泌尿生殖

洞の形成 不全,膣 板 の管腔化不全に よる とされ,原 因

は さまざまで,一 定 していない ようである.

Gruenwald8)は,1941年 に,尿 路 ・性器の発生過

程において,ミ ュラー管の発生分化に ウォルフ管が必

要な ことを示唆 した.そ の後,後 造 腎組織 とウ ォル フ

管由来 の尿管芽 の間に も,相 互誘 導があることがわか

り9),腎 尿管奇形 の一部には,ウ ォル フ管 の発生異常

に起因する と思われ るものもあ る,

本症例の場合 は,ウ ォル フ管の異常が 腎尿管の発生

を障害 したのみな らず,ミ ュラー管の正 常な発生分化

を も障害 し,こ のよ うな性器奇形 を招来 した ことが強

く疑われた.

つ ぎに,本 邦で報告され た水子宮膣症21例(Table

1)10--16)につ いて検討 してみる と,発 症年齢は,新 生

児(4週 以内)47%,乳 児(1年 以内)42%,幼 児

(1～6歳)1%の 順に 多 い.臨 床症状(Table2)

は,腹 部腫瘤(腹 部膨満)が90%を 占め,腫 瘤に よる

圧迫症状 としての排尿 障害,尿 閉,尿 路感 染症 も 多

い.21例 中13例(62%)に 合併奇形(Table3)が あ

り,そ の うち5例 に尿路異常が認め られている.診 断

された過程 としては,術 前診断が42%,術 中診断が47

%,剖 検時診断は1%で あった.

本症例 も術中に診断 された よ うに,本 症の発 生頻度
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Tablel.本 邦 のHydrometrocolpos報 告 例

報告者

報告

年次 年齢 主訴

溜水腫の大 きさ

性状 ・液量 合併奇形

診断Spencer

時期 分類 治療 予後

1.橋 本1932

2.綾 野1957

3.島 野 ほ か1961

4.亀 山 ほ か1968

5.斎 藤tま カ、1968

6.牧 野 ほ か1969

7.北 村 ほ か1971

8.町 田 ほ か1971

10)9
.北 島1971

10.松 山 ほ か1972

11.久 保 ほ か1973

12。 永 田 ほ か1976

11)

13.新 谷 ほ か1978

12〕

14。 数 野 ほ か1978

・5.簸 ほ男 、978

16.松 下ほ男～1978
■幻

17.島 田ほ か1979

10,
20。 宮原 ほか1979

21.自 験例1981

〕1歳 腹部腫瘤 小児頭大 一 術前

排尿障害 黄色,400m1

12日 不明 不明 卵巣嚢腫 剖検

1日 腹部腫瘤 超夏 ミカン大 鎖肛 剖検

チァノーゼ 透明200ml両 尿管狭窄

・腹壁静脈怒張 両側水腎 ・水尿管症

0日 腹部腫瘤 淡黄色50m1多 指 ④D症 術中

イレウス症状 腹膜前嚢腫

4カ 月 腹部腫瘤,発 熱 驚卵大 一 術中

イレウス症状 黄緑色膿汁様

1カ 月 腹部腫瘤 小児頭大 一 術中

尿閉 膿様350ml

7日 腹部腫瘤 手拳大170m1一 術前

膣部膨隆 血性乳び混濁液

2カ 月 腹部腫瘤 鴛卵大200m1右 多趾症 術中

チアノーゼ 褐乳白色 動脈管開存症

1ヵ月 腹部腫瘤 混濁液 一 術中

4カ 月 腹部腫瘤 淡黄色透明 右腎形成不全 術中

排尿障害120ml右 巨大尿管

膣部膨隆

22日 腹部腫瘤 直径10cm一 術中

排尿障害 泥状液350ml

2日 尿閉 白色混濁蔽 一 術前

膣部膨隆100ml

56日 腹部腫瘤500ml多 指症 術前

5ヵ月 腹部腫瘤 不明 多指症

排尿 ・排便障害

発熱

2カ 月 腹部腫瘤 小手拳大100ml一

尿閉 灰黄緑色粘液性

52日 腹部腫瘤 不明 左水腎 ・水尿管症

18日 腹部腫瘤 鶏卵大 多指(趾)症

チァノー ゼ,発 熱

両下肢浮腫

18ヵ 月 腹部腫瘤 不明 鎖肛

排尿障害 双頸双角子宮

両下肢浮腫

1日 腹部腫瘤 不明 鎖肛

直腸膣棲,双 角子宮

2カ月 腹部腫瘤 小児頭大 多指症

漿液 。膿性 尿,生 殖中隔形成

450m1不 全

4ヵ月 腹部腫瘤 手拳大seml左 腎無発生

淡黄色透明

A会 陰式 良

(切開,縫 着)

不明 一 死

不明 一 死

C又 はD腹 式(子 宮.卵 巣 死

膣及び嚢腫摘出)

不明 腹式(腹 壁から 良

ドレナージ)

A腹 会陰式(切 開,良

縫着,子 宮摘出)

A会 陰式(切 開)良

C腹 会陰式(切 開)良

B腹 会陰式(切 開)良

A腹 会陰式(切 開)良

右腎尿管摘出

C腹 会陰式(切 開,良

縫着)

A会 陰式(切 開)良

不明 腹式 不明

術前 不明 腹式(切 開)

術中A腹 会陰式(切 開)

術前A会 陰式(切 開)

術前C又 はD腹 会陰式pull

through

術前D不 明

剖検D一

術中D腹 式(膣 壁部分

切除,縫 着)

術中B腹 会陰式(切 開)

不明

良

良

良

不明

死

良

良
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Table2.本 邦21例 のHydrometrocolpos

の臨 床 症 状

1.腹 部 腫 瘤

(腹 部 膨 満)

2.膣 部 膨 隆

(Hymenalbulge)

3.腫 瘤 に よ る圧 迫 症 状

尿 路 系(排 尿 障 害)

消 化 器 系(イ レウス)

循 環 器 系(チ ア ノーゼ)

4.発 熱

19(90%)

3(14%)

8(38%)

2(10%)

4(19%)

3(14%)

Table3.本 邦21例 のHydrornetrocolpos

の 合 併 奇 形

1.な し

2.多 指(趾)症

3.尿 路 異常

両側尿 管狭 窄

尿 生殖 中隔形 成 不全

片 側水 腎 ・水尿管症

片 側 腎 一尿管 無 発生

片 側 腎低形成,巨 大尿管

4.鎖 肛

5.双 角双頸 子宮

6動 脈管 開存 症

卵 巣嚢腫

腹膜 前嚢腫

8(38%)

6(29%)

5(24%)

1

1

】

1

1

3(14%)

2(10%)

1(5%)

1

1

が低い こともあって,術 前診断はむつか し く,正 確な

診断は,診 断医 の状態 把握 に かか ってい る.す なわ

ち,尿 路 ・性器系は,互 いに影響 しあって正常な形態

形成がなされ,胎 生期に,そ のどち らか いっぽ うに異

常を生ずる と,他 方に もなん らか の異常を起 こし易い

と思われ,わ れわれは,尿 路 ・性器奇形を同一の疾 患

群 として とらえるのが 良い と 考えている.し たが っ

て,性 器奇形 を発見 した ときには尿路奇形 の合併を,

尿路奇形 を発見 した ときには性器奇形 の合併について

も,充 分に検索す ることが肝要 と思われ る.

結 語

片側腎無発生 を合併 した水子宮膣症 の21例 を報告す

るとともに,今 までに報告 された本邦症例 の集計をお

こない,若 干の文献的考察を加えた,

本論文 の要 旨は,第259回 日本泌尿 器科 学会北海道地方会

で口演 した.
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