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    A case of prostatic rhabdomyosarcoma in a 5-year-old boy is presented. He was referred to us 
because of complete urinary retention. Histologically, embryonal rhabdomyosarcoma of the pros-
tate was found. Initially, he was treated with combination chemotherapy consisting of vincristine, 
actinomycin-D, adriamycin and radiation therapy. This therapy reduced the size of the tumor mark-
edly. Therefore, we performed prostatectomy. No tumor cells were found on the surgical mar-

gin of the resected prostate. 
   About 11 months after the operation, rapidly growing recurrent lesions were found near the 

bladder neck. Bilateral hydronephrosis and an intravesical massive space occupying lesion were found 
on the excretory pyelograms and cystogram. Then three drug combination chemotherapy consist-
ing of vinblastine, cis-diaminedichloroplatinum and bleomycin (PVB therapy) was administered and 
the first course of the chemotherapy reduced the size of the recurrent tumor. Drainage of contrast 
medium from bilateral kidneys became smooth, and no gross hematuria or severe frequency was ob-
served. Total cystectomy with ileal conduit urinary diversion was performed. Four months after 
this operation, metastatic lesions appeared at the pubic bone, right ischiadic bone and rectum, and 
they were resected operatively. However, multiple pulmonary metastases soon occurred, and he dicd 
on June 30, 1985, approximately 2 years after the first diagnosis. We have discussed the effective-
ness of combination chemotherapy, especially PVB therapy for recurrent cases.
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緒 言

小 児横 紋 筋 肉腫 に 対 す る化学 療 法 と し て,vincri-

Stine(VCR),actinomycin-D(ACD),cyclophos-

Phamide(CPM)の3剤 併用 療 法(VAC療 法),あ

るいは,こ れ にadriamvcin(ADM)を 加 え た4剤

併用 療 法 の有 効 性 は 既 に 一般 に認 め られ て い る.し か

しこの療 法 で の無 効 例 に 対 して,ま だ確 立 さ れ た 治

療 法 は 見 当 ら な い が,最 近cis-diaminedichloro一

platinum(CDDP),vinblastine(VBL),bleomycin

(BLM)の3剤 併用療 法(PVB療 法)が 通常の 化学

療法に抵抗を示す症例や再発 例に有効であ った との報

告1-3)がみ られ る.今 回,わ れわれは小児前立腺横紋

筋肉腫症例に対 しVCR,ACD,ADMの3剤 併 用

化学療法 に放射線療法を合わせた初期治療 によ り腫瘤

の縮少 を認め,前 立腺摘除術 を施行 した.し か しその

後,局 所再 発を認めたためPVB療 法を施行 した とこ

ろ,腫 瘤 の縮少 とともに血 尿および膀 胱刺激症状 の明
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らか な改善がみ られ た,こ れ らの治療経験を中心に報

告す る.

症

患 老=5歳,男 子

初 診:1983年8月23日

主 訴:排 尿 困難

例

既 往 歴1生 後2ヵ 月,右 ヘ ル ニ ア根 治術

現 病 歴:従 来 よ り排 尿 に 異 常 を 認 め な か った が,

1983年8月19日 突 然 尿 閉 とな り,近 医 で導 尿(約400

ml)を 受 けた.以 後 も排 尿 困 難 が続 く た め8月23日

当科 を 受 診 し,精 査 の ため 入 院 とな った.

入 院 時 現症1体 重20kg,身 長106cm,栄 養 良 好,

脈 拍98/分 整,頸 胸 部 に 異 常 な し.下 腹 部 は膨 隆 して

い た が,導 尿(約250ml)後 に 消 失 した,し か し 恥

骨 上縁 に弾 性 硬 の腫 瘤 を触 知 した.陰 茎陰 の う内 容 に

異 常 な し.鼠 径 リンパ節 触 知 せ ず.直 腸 指 診 に て 前立

腺 部 に弾 性 硬 な 小 鶏卵 大 の腫 瘤 を触 知 した(そ れ は下

腹 部 の腫 瘤 に 連続 して い る と考 え られ た).

入 院 時 一 般 検 査成 績:末 梢 血RBC433×104/mm3,

Ht35.8%,WBC8,100/mm3,Plt26.1x101/mm3,

分 画 異 常 な し.血 液 化 学Na142mEq/1,K4,3mEq/

1,CI104mEq/1,Ca4.5mEq/1,P5,1mg/dl,GOT

16K-U/1,GPT7K-U/1,LDH452W-U/1,AIP

18,7KA-U/1,BUN15,5mg/dl,Fibrinogen195mg/

dl,CRP(一),Totalprotein6.39/dl,蛋 白分 画Alb

60.2%,arglobulin3.5%,az-globulin9.3%,(3-

globulin15,1%,r-globulin11.9%.尿 所 見 蛋 白

(一),糖(一),wBC2-3/hpf,RBC3-4/hpf,細 菌

(一)・

入 院時X線 検査所見:胸 部X線 上異常な し.排 泄性

腎孟造影 では両腎 よ り造影剤 の排泄 は良好 であ るが,

cystogramで 膀胱底 の著 しい挙上が認め られた(Fig.

1).逆 行性尿道膀胱造 影では後部尿道 の著 明な延長が

認め られた(Fig.2).

病理組織学的検査:経 直腸的前立腺生検による組織

所見では一部に不完全 な横紋筋構造を認 め,myoglo-

bin染 色ではかな り多数 の細胞が陽性に染 まってお り,

横紋筋 肉腫 のembryonaltypeと 診断 した(Fig.3).

Fig.2,逆 行性 尿 道 膀 胱 撮 影.
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Fig,1.IVP(入 院 時).
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TableI.Clinicalcourse(1).
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Fig.5.IVP.

澱

臨床経過=排 尿困難の改善 のため尿道留置 カテーテ

ルを挿入 したが尿道異和感が強いため1983年9月9日

膀胱痕 を造設 した,な お同時に骨盤動脈造影を行 なっ

たところ,腫 瘍 は左右両側の 内腸骨動脈 より栄養 され
　

てお り,持 続動 注用血管 カテーテル先端 を腹部大動脈

の分岐部直上に留置 しACD,VCR,ADMをTable

1に 示す ごとく持続動注 した.そ の後更 に25Gyの

放射線照射を腫瘤部 に行な った.逆 行性尿道膀胱造影

上,後 部尿道の延長 は著明に改善 していたため,11月

2]日totalprostatectomyに 準 じた 手術法 に よ り腫

瘍 の摘除術を行なった.前 立腺部の腫瘍周囲には線維

性 の癒着がみ られた.摘 除標本中には腫瘍細胞の残存

を認め たが,surgicalmarginに は腫瘍細胞は 認め ら

れ なか った。術 後はVCRとADMの2剤 に よる化

学療法 と更に34,5Gyの 放射線照射を追加施行 した.

ユ984年3月 末の膀胱造影(Fig.4)で は,は っき りし

た異常所見は認め られ ないため4月7日 に退院 し,外

来的に経過観察を行な うとともに3ヵ 月に1回ACD

を0.3mg×5日 間投与す る維持療法を行 なっていた.

その間,膀 胱痩の カテーテルを時 々閉鎖 しては 自排尿

を試み させたが排尿痛を訴えることが多か った。1984

年10月 の膀胱造影で膀胱頸部 に陰影 欠損を認め るとと

もに尿意感 も強 くな り,ま た血尿 も認め られ るよ うに

な った.局 所再発 を疑 い 注意深 い経過観察を 行な っ

ていたが12月 の排泄性 腎 孟 造 影(Fig.5)で は 右水

腎,左 無機能腎を呈 し,膀 胱造影(Fig.6)で も膀胱

内をほ とんど占拠する腫瘤 を認めたため両側 腎痩を設

置する とともに膀胱 生検を行 なった.組 織学的には横

紋筋肉腫 の再 発であ った.そ のためTable2に 示 し

た ごとくPVB療 法を1コ ース施行 した ところ,血 尿

が認め られ な くな り,尿 意感 も著 明に改善 した.な お

排泄性腎孟造影 でも尿管の通過障害 の改善がみ られ,

膀胱部陰影欠損の明 らか な縮 少が認め られた(Fig.7)。

ユ985年1月10日 膀胱全摘術 を施行す るとともに回腸 導

管を造設 した.手 術所見では膀胱頸部の右側壁 よ り後

壁にか けて癒着が強 く壁外 浸潤 も推定 された.摘 出標

本(Fig。8)で は膀胱頸部に腫瘤が認め らたが,PVB

療法施行前に比 しか な り縮少 していると考 えられた.

病理組織診断では壁 外へ の浸潤が認め られたため,更



716 泌尿紀要33巻5号1987年

にPVB療 法を1コ ース追加施行 した.そ の後,全 身

状態 の改善はみ られ たが1985年4月 半ば より直腸部の

狭窄および恥骨,坐 骨に転移所見を認めたため4月25

日にS状 結腸人工肛門造設術を行ない,ileus症 状の

改善 を行なってか ら5月15日 直腸肛門摘除術 および恥

骨坐骨の転移 部の合併15日 直腸肛門摘除お よび恥骨坐

骨の転移部 の合併切除術 を行なった.し か し恥骨断端

の骨髄 に腫瘍細胞を認め,同 年6月,両 側肺部に多発

性の転移を きた し6月30日 に死亡 した.

考 察

小児の軟部組織 肉腫の うち横紋筋 肉腫の頻度は最 も

高 いとされ,Denisら4)に よる米国の集計では51.4%

である.ま た部位別 にお いては泌尿性殖器系は頭 頸部

に次 いで多い といわれてい る5).小 児の前立腺 横紋筋

肉腫におけ る本邦 での集計では長 田ら6)に よると9例
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Table2,Clinicalcourse(2).
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と少な く,き わめて まれな疾患 である.

症状についてみ ると,主 訴 として排尿 困難,頻 尿,

尿閉と何 らかの排尿障Aを 示す場 合が 多 く,佐 藤 ら7)

は29例中25例 に認 めた と報告 している.た だ小児では

突然尿閉を訴える例 もあるといわれている・本症例に

おいて も従来 よ り何 ら尿路症状を認めなか ったが,突

然尿閉をきた して受診 している.血 尿を認める例 は比

較的少ないとされている8)が,本 症例において も肉眼

的血尿は認めていない.直 腸指診においては前立腺癌

にみ られ る石様硬 とい うことはな く,前 立腺肥大症 と

癌の中間的弾性硬が多か った との報告7)が み られ る.

そ して小児を含む若年者に対す る直 腸指診 の重要性を

強調 している.

さて小児横紋筋 肉腫は 一般 に予 後不良 とさ れ て お

り,予 後規制因子 としてstagc,組 織型,発 生部位,

性別,リ ンパ球数 などに よ り検討9)さ れている.泌 尿

性殖器系 より発生す るものは四肢お よび後腹膜 よ り発

生するものに対 し,ま た組織 型 と して はembryonal

typeはalveolartypcに 比 し予 後が よい とされ てい

る。stageは 予後規制因子 として重要 であ ることは多

くの人が認め る所 であるが,い まだ決 まった分類 はな

い,米 国のIntergroupRhabdomyosarcomaStudy

(IRS)1。)のstage分 類を引用 す る とTable3の よ

うである.こ こにおける治療法 と して 化 学 療 法 で は

VCR,ACD,CPMの3剤 併用 あるいはこれにADM

を加えた4剤 併用療法 が中心 であ る.stage別 の治療

法をみ るとgroupI,Hの 症例 に対 し,ま ず手術的

療法を施行 した後に化学療法 を行ない,更 に一部の症

例に対 し放射線療法を追加施行 してい る,group皿,

】Vの症例に対 しては まず化学療 法を行 ない,更 に放射

線療法あ るいは手術療法を追加施行 している.こ れに

よる治療成績 をみ ると,2yearrelapsefreesurvival

がgroupIで83%,groupIIで72%,group皿 で

65%,groupn/で28%で あ る.以 前 よ り予後不良 とさ

れていた本疾患 も治療成績の著 しい向上が報告 され て

いる.本 症例 でのstageは 手術時 前立 腺周 囲 に 癒着

所見がみ られた こと,ま た血管造影 上,周 囲へ の浸潤

が示唆されたことよ りgrQupIIと 判断 した.初 期化

学療法剤の選択 につ いては入院後尿道留置 カテーテル

のた め もあ り,膀 胱刺激症状 が強 か った た めCPM

による膀胱炎 を懸念 し,VAC療 法 か らCPMを 除

いたVCRとACDにADMを 加 え た 薬剤 とし,

さらに放射線療 法を追加施行 した.持 続動注に よる治

療法はまだ一般 に認 め られ た とは いいがたいが,北 谷

らu)がよい成 績を報告 しているためわれわれ もそれ を

参考に した。

Table3.Clinicalgroupingclassification.

717

Group Classification

1

置1

1!1

IV

Localizeddisease,completelyresected

(regionalnodenotinvolved)

Confinedtomuscleororganoforigin

Contiguousinvolvementwithinfiltrationoutside

themuscleororganoforigin,asthrough

fascialplanes

Grosslyresectedtumorwithmicroscopicresidualdisease

Noevidenceofgrossresidualtumor.Noevidenceof

regionalnodeinvolvement

Regionaldisease,completelyresected(regionalnodes

involvedandlorextensionoftumorintoan

adjacentorgan);ailtumorcompletelyresected

withnomicroscopicresidualtumor

Regionaldiseasewithinvolvednodes.grossly

resected,butwithevidenceofmicroscopic

resid凹al

Incompleteresectionorbiopsywithgrossresidual

divase

Distantmetastaticdivasepresentatonset(lung,liver,

bones,bonemarrow,brain,anddistantmuscleand

nadcs)

最近 のIRS-IIの 報告12)によると,従 来 のIRS。1

の治療 ではgroupI,豆 の症例 に対 し手術を先行 さ

せた後に化学療法 あるいは放 射線療法を行な っていた

のに対 し,逆 に化学療法を先行 して行 ない,従 来 の方

法に比 し良い成績をあげている.本 症例では レ線上,

腫瘍が大 きいためで きるだけ小さ くしておいた方 が手

術侵襲度お よび難易度において有利 と考え化学療法 を

優先 した.Ortegaら13)は 化学療法 それに放射線療法

に よる保存的治療効果 を重視 し,小 児に対す る手術侵

襲 を出来 るだけ小範 囲に留め,正 常の解部機能を温存

す る よう試みて良い成績 を報告 している.本 症例にお

いては化学療法 と放射線療法 による初期治療 に より腫

瘤 の縮少が良好であ ったためradicalsurgeryを 施行

しな くても術後の化学療法 と放射線療法に よ り残存腫

瘍 に対す る治療効果 は十分 に得 られ ると思われた,し

か し術 後の化学療法に よ り,既 に放射線照射 も行 なわ

れ ていたためか末梢 白血球が700/mm3と 著 明に減 少

したため,十 分 な化学療法を行ないえなか った.再 発

が局所 よ り発生 してい るため術前 に更に十分な化学療

法を追加 してお く必要があ ったか もしれ ない。

本症例 での再発時の治療 に つ い て は 初期化学療 法

のregimenで は効果が低い と考え,近 年有効例の報

告1-3)が み られ る,VAC療 法抵抗性横紋筋 肉腫に対

す るPVB療 法を行 なった.こ の併用化学療法は多和

ら1)によ り,初期化学療法 として使用 されているVCR.,

ACD,CPM,ADM以 外 の薬剤 の選 択 に 始 ま り,

CDDPはChi正dren'sCancerStudyGroup")で の

治療成績 よ り,ま たBLMはGhavimiら15)のT6

プ ロ トコールで使用 してい るため,CDDP,BLMを

中心 と したPVB療 法が考え出された.こ の治療 に よ
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り本症例では水 腎の改善お よび膀胱 内陰影 欠損の縮少

と比較的効果 がみ られたため微少転移 には十分効果 が

あると考え,後 部尿道切除を含めた膀胱全摘除術 を行

なった.術 後PVB療 法を更 に1コ ース追加 したに も

かかわ らず,直 腸部お よび恥骨坐骨に再発を認めた.

化学療法 の追加施行 は限界 と考え再発 部の切除術を行

な ったが,そ の 後 に 肺 に多発性の転移を来 た し死亡

した.stageの 如何を問わず,横 紋筋肉腫 の再発例 の

予後はきわめて不良 とする報告16)がみ られ,本 疾患 の

治療 の困難な ことを痛感 したが,PVB療 法 に よ り明

らかな抗腫瘍効果が諸家の報告1-3)と 同様 に得 られた

ことは今後 の化学療 法に明るい見通 しが得 られた と思

われる.

結 語

小児 の前立腺横紋筋 肉腫症例に対 しVCR,ACD,

ADMの3剤 併用化学療法 に放射線療 法を合わせた初

期治療 後,腫 瘤の著明な縮少を認め,前 立腺摘除術を

施行 した.し か しその後,局 所再発を認めたためPVB

療法を行なった所,腫 瘤の縮少 とともに血 尿および膀

胱刺激症状の明らか な改善 がみられた.こ れ らの治療

経験を中心 に報告す る と と もに 文献的考察を行 なっ

た.

本論文の要旨は第93回日本泌尿器科学会償州地方会におい

て発表 した.
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