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    A rare case of prostatic rhabdomyosarcoma in - 3-year-old child is presented. He received 
multimodal treatment of chemotherapy including vincristine, cyclophosphamide, actinomycin-D plus 
adriamycin, and linac irradiation followed by total prostatectomy with segmental resection of blad-
der. Despite no viable sarcoma cells in the surgical specimen, he showed relapse 4 months later. 
By the combination of cisplatin, vinblastine and peplomycin (PVP therapy), the bulky mass in the 

pelvis rapidly reduced by 95%. Furthermore, cisplatin, etoposide and peplomycin (PEP therapy), in-
stead of PVP therapy, were administered to the refractory disease. Although the residual tumor 
was salvaged after 7 courses of PEP therapy, abdominal dissemination and liver metastasis occurred 
2 months postoperatively. The combined modality of vincristine, peplomycin, ifosfamide, methotrex-
ate, adriamycin, melphalan plus nimustine, and irradiation of microtron were effective for the ab-
dominal dissemination, but he died of cerebral hemorrhage 31 months after the start of treatment. 

   We emphasize that more aggressive chemotherapy including cisplatin, etoposide and so on is 
required to manage the advanced, relapsed, or resistant cases compared to the usual modality of 
rhabdomyosarcoma.
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序 文

横 紋 筋 肉 腫 は 小児 期 にみ られ る代 表 的 な 軟 部組 織 由

来 の 肉腫 の ひ とつ で,15～20%が 尿 路 性 器 よ り発 生 す

るD.本 邦 では 報 告 が 比 較 的 少 な く,特 に前 立腺 原発

の小 児例 は13例 と 稀 な 疾 患 で あ る2.3).わ れ わ れ は

初 期 治 療 と し てvincristine,cyclophosphamide,

actinomycin-D,adriamycinの 併 用 化学 療 法 と放 射

線 療 法 を 行 な い,前 立 腺 全 摘 出術 を施 行 した に もか か

わ らず,骨 盤 内再 発 を お こ し,cisplatin,peplomycin,

vinblastineの 併 用療 法 が有 効 で あ った3歳 男 児 を 報

告 した3)が,そ の 後 の経 過 に つ い て 報 告 す る.

症

患 老2歳4ヵ 月,男 児

初 診:1983年10月20日

例
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Fig.1. ClinicalcourseA;Treatmentandresponse

B;Treatmentandperipheralbloodcounts

主 訴:排 尿 困 難

家 族 歴 ・既 往歴:特 記 す べ き こ とな し

現 病 歴:1983年8月 頃 よ り排 尿 困難 が 出現 した た め

某 院 を 受 診 し,精 査 に よ り膀 胱 腫瘍 と診 断 され,当 科

を紹 介 され た.

入 院 時 現症 ・検 査 所 見1理 学 所 見 お よび 血液 生 化学

検 査 で は異 常 を認 め な か った.IVP,膀 胱 部 超 音波 検

査 に よ り膀 胱 底 部 の 挙 上 お よび 腫 瘍 像 が み られ,CT

で は前 立腺 右 葉 の 腫 大 を認 め た.

10月27FI全 麻 下VEIL腸 診 お よび 膀 胱 高位 切開 に よ る

腫瘍 生 検 術 を 行 な い,膀 胱 前壁 に まで 浸 潤 した 前 立 腺

横紋 筋 肉腫(embryonaltype>alveolartype)と

診 断 した.

11月5口 よ りvincristineO.54mg,actinomycin一

D1.Omg,cyclophosphamide360mg総 量 のVAC

療 法 を1コ ー ス施 行 し,1984年1月20日 よ りvincr三 一

StineO.9mg,cyclophosphamide1050mg,adria-

mycinl5mg総 量 のVCA療 法 を1コ ー ス行 な い,

Linac2,000rad局 所 照 射 を 施 行 した.尿 道 造影 お よ

び 直 腸 診 に よ り腫 瘍 の著 明な 縮 少 が 認め られ た.4月

19日 恥 骨 後 式 前立 腺 全 摘 出 術 お よび膀 胱 前 壁 部 分切 除

術 を 施 行 した とこ ろ,前 立 腺 部割 面 は黄 色 泥 状 の壊 死

物 質 の み で,病 理 学 的 に も腫 瘍 細 胞 は み ら れ なか っ

た,術 後VCA療 法 を1コ ー ス 行 な い,6月21日 退

院 した(Fig.1-A,B).

しか し,7月 下 旬 骨 盤腔 を 占拠 す る再 発 が み られ,

左 尿管 は 閉 塞 され た た め,7月31日 左 経 皮 的 腎痕 造 設

術 を 行 ない,8月3日 よ りcisplatin20mg3日 間,
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vinblastine3.6mg1日,peplomycin5mg1日 の

PVP療 法 を行 な った.投 与 直 後 よ り腫瘍 は 著 明に 縮

少 し,4コ ー ス後 に は90%の 縮 少 が 確 認 され た.そ こ

でPVP療 法 の 投 与間 隔 を 延 長 し,2ヵ 月 に1度 の

維 持療 法 を 試 みた が,1985年2月 再 燃 し(Fig.2),

2月19日 よ りcisplatin20mg3日 間,etoposide

(VP-16,NK-171)33mg3日 間,peplomycin5m9

1日 の 併 用(PEP療 法)に 変更 し,同 年11月 ま で 計

7コ ー スを行 な った(Fig.3,4-A,B).

再 発 腫瘍 は 左下 部 尿 管 近 傍 の 内腸 骨 動 脈 領 切 こ存 在

し,そ の 経過 よ り残 存 腫瘍 の 完全 摘 出は 困 難 と考 え ら

れ た の で,術 中microtron局 所 照 射 を 予 定 に,11月

29日 郭 清 術 を 施 行 した.左 下 部 尿 管 近 傍 にはS状 腸

お よび 回 腸 の 高 度癒 着 が み られ,回 腸 漿 膜 面2ヵ 所 に

点 状 壊 死 巣 が認 め られ た.腫 瘍 病 変 部 に つ づ く線 維 性

組織 は放 射 状 に 進 展 して い た ため,大 動 脈 分 岐 部,右

外腸 骨 動 脈 内 側 よ り骨 盤 内 リンパ節 と と も に摘 出 し

た.左 尿管 は 腫 瘍 部近 傍 の 左 総 腸骨 動 脈 交 叉 部 付 近 で

切 断 した.腫 瘍 床 は直 腸 前 壁 の 一 部 に あた り,直 腸 障

害 を懸 念 し術 中 照射 は 断念 し た.EtoposidelOOmg

を 局所 に散 布 し閉 創 した.摘 出標 本 は 肉芽 組 織 様 で,

割面 で は黄 色 泥 状 の壊 死 物 質 を 有 して いた が,組 織 学

的 に は 肉芽 組 織 内 にembryonaltypedominantの

横 紋筋 肉腫 の残 存 が 認 め ら れ た(Fig.5).左 尿 管 周

囲V`は 肉芽 組 織 が み られ るの み で 腫 瘍細 胞 は認 め られ

なか った,術 後PEP療 法 を1コ ー ス 行 な い,IVP

お よび超 音 波 検 査 で は骨 盤 腔 に 異 常 を認 め なか った.

〆
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Fig.5.Microscopicappearance.Embryonal

rhabdomyosarcromaisobservedin

thegranulativetissue.H.r.stain,

x40.

しか し,1986年1月13日,膀 胱 の右 側 後 方 に 腫 瘍 の

再 発 が み られ(Fig.6),腫 瘍 の 腹 腔 内 播 種 に よ り腹

部 は 急 激 に膨 隆 した 。 また 肝 右 葉へ の転 移 も認 め られ

た.そ こで1月24日 よ りT6プ ロ トコー ル^)を 参 考 に

peplomycin2.5mg,ifosfamide100mg,melphalan

ア「駕

拳 、3
ワ シ_.,.一

Fig.6. Computedtomogrambeforemodified

T6protocol.

・へ 遜

濯 》暫甲～一
F量9.7. Computedtomogramduringmodified

T6protocol.

1mgお よびmethotrexate5mg.adriamycin5mg

の5日 間 連 続 投 与,vincristine3.5mgの 隔 週投 与 お

よびnimustine25mg投 与 を 開 始 し,同 時 にmi-

crotron照 射 を 行 な った.自 覚 症 状,腹 部所 見 は著 明

に 改善 し,血 清LDH値 も一 旦 は 正 常 域 に復 し,CT

で も腹 部 腫 瘤,腹 腔 内播 種 お よび 肝 転移 の縮 少 が認 め

られ た(Fig.7).し か し,治 療 休 止 期 に は腹 部膨 満

は増 悪 し,患 児 自身 も不 気 嫌 と な る た め,cispiatin

10mgの 間 欠投 与 を 行 な い,腹 部 膨 満 を軽 減 した.

本併 用 療 法 は 骨 髄 抑 制 が強 く出現 した が,自 覚 症 状 の

改善 を第 一 に 考 え,4月22日 よ り2コ ース 目を 敢 行 し

た.投 与 開 始 と と も に 白血 球,血 小 板数 は再 び減 少

し,5月1日 脳 内 出 血 に よ り左半 身 マ ヒ,意 識 障害 が

お こ り,5月3日 全 経 過2年7ヵ 月で 死 亡 した.

考 察

骨盤 内に発生す る横紋筋 肉腫は周辺に浸潤 し易いた

め,腫 瘍局所の外科的切除は困難で,完 全 な摘出は不

可能 である.と くに前立腺原発の横紋筋 肉腫は リンパ

行性転移20%5),肺,肝,骨 な どへ の全身転移40%6)

と転移をお こし易い腫瘍 のひ とつである.現 在の よう

な多剤併用化学療法 の行なわれなか った当時は,局 所
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のみの切 除 あ る い は部 分 切 除 術 が 種 瘍 播 種 や 骨盤 内再

発を 整ね いで いた た め,根 治 的 膀 胱 全 摘 出術 や 骨 盤 内

全縮 術 が推 漿 され て い た が 諦 工立腺 原発 例 の治 癒 は

稀であ?た5》.、 そ の 後,vincristine,actinomycin-D

お、よびcyelophosphamide(VAC療 法)に よ る併 用

化学療法,放 射 線 療 法 お よび外 科 的 切 除 の集 学 的 治 療

が行な われ る よ うV`な り,治 療 成 績 は 飛躍 的 に 向上 し

た.現 在 では 初 期 化 学 療 法 が 一般 に 行 なわ れ る よ うに

な り8-8》,groupIの2年 生 存 率 は88%,grQupII

におい て も75%と い わ れ て い る9).と くに膀 胱 原 発 の

横紋筋 肉腫 は術 前 の 治 療 効果 が 良 好 で,膀 胱 壁切 除 術

に よ り膀 胱 機 能 温 存 が 可 能 とな り,quality・flifeや

治療 に よる2次 発 癌 に も関 心 が 払わ れ る よ うに な り,

投与薬 剤数 の減 少 や 治 療 期 間 の 短縮 の 検討 が され つ つ

ある.放 射 線療 法 はgroupIで は 局 所再 発 あ るい は

diseasefreeintervalに も 関 係 せ ず,不 要 と され て

い る1。).し か しな が ら,局 所 のcontrolに は化 学 療

法単独 で は不 十 分 で,腫 瘍 生 検 術,化 学 療 法 お よび放

射線療 法 の併 用 は症 例 報 告 の よ うな 少 数 例 で は 良好 な

成績 で あ る が,多 く はresidualdiseaseを 有 す る

partialresponseと い わ れ て い る11).一 方,Ghavimi

ら4)はdiseasefreeに は イヒ学 療 法 に ひ きつ づ く放 射

線療法 あ る い はsalvagcsurgcryが 必 要 で あ る と報

告 して い る.

一般 に 小児 軟 部 組 織 由 来 の 肉腫 の再 発 ・転移 例 の 治

療成績 は不 良 で あ る12).尿 路 性 器 の 横 紋筋 肉腫 は他 領

域に比 べ 良好 とは な って い るが,earlystagcに 用 い

る併用 療法 が 有 効 とは 限 らず,進 行 例 や再 発 例 の治 療

成 績は 不 良 で あ る.因 み にgroupIII,IVの2年

diseasefreerateは そ れ ぞ れ49%,22%と 報 告 され

てい る9).そ こで,よ り効果 的 な化 学 療 法 が 必 要 とな

るが,VAC療 法 にadriamycinを 加 え て も 成 績 の

向上は得 られ な い9)Dacarbazineとadriamycin

の併 用 は軟 部 組 織 由来 肉腫 に対 し,非 常 に 有 効 な 併 用

療法 で あ るが,Etcubanasら!3)は この2剤 の 併用 を

行 な い,横 紋筋 肉腫23例 中14例(65%)にpartial

「esPonseを 得 た が,completeresponse例 は な く,

初期 治療iには不 適 当 と結 論 してい る.一 方,Krakcr

らtq)はifosfamideとvincristineの 併 用 を 通常 の 治

療 に抵 抗 す る 小 児 固型 腫 瘍20例 に行 な い,6例 の横 紋

筋 肉 腫 の う ち,completeresponse2例,partial

response4例 の 良 好 な 結 果 を 報 告 して い る.本 邦 で

はadriamycin,vincristine,ifosfamideの 併 用 療

法 が有 効 で あ った 膀 胱 原発 例 が 報 告 され て い る15).

Cisplatinは 横 紋 筋 肉腫 に は 単 剤 投 与 で は 治療 効 果

は期待 で き な い16)が,Baumら17)は13例 中3例 に 効

1903

果 を 認 め,抗1匝 瘍 効果 発 現 に は3.Omg/kgあ る い は

90mg/mzが 必 要 と述 べて い る ,多 和 らIR>はcisp(atin

にvinblastineお よびblcomgcinの 併 用 を行 な い,

complete-responseと なり たVAC療 法 抵 抗 性 の膀

胱 原 発 例 を報 告 して い る.こ の ほ か に もこ の3剤 の併

用 が有 効 で あ った 報 告 が み られ る19・20).本 例 も初 回 再

発 時,cisplastin,vinblastine,pcplomycinの 併 用

(PVP療 法)を 行 な い,投 与 直 後 よ り自覚 症 状 の 軽

減,腹 部 腫瘤 の著 明 な縮 少 を 認 め,CT検 査 に お い て

95%縮 少 率 が確 認 されt...本 併用 に よる 白血 球 あ るい

は 血 小 板 減 少 は 軽 微 で(Fib.1-B),cisplastinに よ

る嘔 吐 や 食 欲不 振 は投 与 中 の み 軽 度一 過 性 に み られ た

に す ぎな か った.有 効 期 間5ヵ 月 で再 燃 した が,こ れ

は 本 併 用 に よる維 持 療 法 が 問 題 で,と くに 投 与 間 隔 は

重 要 な 因 子 と考 え られ た.少 な く と も2ヵ 月未 満 の 間

隔 で 化 学 療法 を 行 な う必 要 が あ る,cisplastin,etopQ-

side(VP-16,NK・171)お よびpeplomycinの 併 用

(PEP療 法)で は87%縮 少率 のpartialresponsc

が得 られ,有 効 期 間 は9ヵ 月 で あ った.本 併 用 のmean

WBCnadirは4900/mm3で あ った の に対 し,mean

plateletnadirは9.Ox104/mm3で,8ヲ ー ス の う

ち4コ ース に お いて10×10°/mm3未 満 の 血 小板 減 少

が み られ た(Fig.1-B,Fig.2-B)。VP-16の 横 紋 筋

肉腫 に 対す る効 果 は 不 明で あ るが,肺 お よび 肝 転移 巣

に 一 過性 に効 果 のあ った成 人 前 立 腺 横 紋 筋 肉腫 例 の報

告 が あ る21).ま た,Shimabukuroら22)はcisplatin.

cyclophosphanideお よびVP-16の 投 与 例 に90%縮

少 が得 られ,humantumorclonogenicassay(HT

CA)に よ りVP-16が 最 も効 力 の強 い こ とを証 明 し

て い る.

われ わ れ は 本 例 の 郭 清術lz後 の再 度 の再 発 に対 し,

MemorialSloan-KetteringCancerCenterのT6

プ ロ トモ コー ル4)を 参 考 に,マ イ ク ロ トロ ン照 射 と と も

に,vincristine,peplomycin,ifosfamide,melpha・

lan,methotrcxate,adriamycinお よ びnimustine

の 多剤 併 用 を 行 な った.dactinomycinの 替 わ りに用

い たmelphalanは 動 物 実 験 で は 横 紋 筋 肉 腫 に通 常用

い られ るvincristine,cyclophosphamide,adriamy.

Clil,actinomycin-Dな どの 薬 剤 よ り有 効 で あ った と

いわ れ,こ れ ら4剤 の 抵抗 腫 瘍 に お い て も効 果 的 で あ

った と報 告 され て い る23,24).こ の併 用 療 法 は 臨 床 的 に

著 明な 効 果 が み られ た が,CT検 査 に お け る2方 向計

測 では25%の 縮 少 しか得 られ ず,本 例 の よ うな末 期 症

例 に は 骨 髄 抑 制 は 高 度 で あ った.本 例 の 全経 過 を通

じ,cisplatin総 投 与 量 は805mgに 及 ん だ が,本 剤

に よる腎 機 能 障 害 は み られ なか った.ま た,peplomy一
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cinは67.5mg,adriamycinは65mgで あったが,

明らか な肺あ るいは心 毒性 は認めなか った.

本症例 での再発部位は左内腸骨 リンパ節 と考 えられ

るが,初 期治療 のLinac照 射野が前立腺膀胱部 に絞

られた こと,お よび リンパ節郭清術を省いたこ とに起

因 した と類推 され る.最 近 の傾 向であ る臓器温存 手術

もさる ことながら,リ ンパ節郭清術を含めたsurgical

stagingは 非常に電要 で あ る.ま た,VAC療 法抵

抗例,再 発例 あるいは進行例 に 対 して はcisplatin,

etoposideな どを中心 とす る併用療法を行な うぺ きで

ある.

結 語

2歳4ヵ 月男児Y`み られた前立腺横紋筋 肉腫例 の全

経過を報告 した.初 期治療 の のち の再発 ・再燃に対

し,cisplatin,etoposideな どの多剤併用療法を行な

い,比 較的長 期に良好 な結果を得 た,本 腫瘍 のVAC

療法抵抗例,再 発例 あるいは進行例 にはこれ らの新 し

い薬剤 による化学療法 が有効 と考え られた.

Etoposide(VP・16,NK-171)を 提 供 下 さ っ た 日 本 化薬

K.K.に 感 謝 す る.
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