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PREPENILE SCROTUM： REPORT OF A CASE
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  A case of prepenile scrotum associated with hypospadias and syndactyly is reported． The patient

was a fu11－termed first baby of the 25－year－old mother who had no history of congenital malformation．

The clinical laboratory study including chromosomal check and 1．V．P． revealed no abnormalities．

Two－step operative repair was performed scrotoplasty at 2 years old and urethroplasty at 4 years

old． As far as we have reviewed， t8 reports of this malformation have been published in Japan．

Key words： Prepenile scrotum， hypospadia

緒 言

 陰嚢が陰茎の前方に位置している外陰部奇形である

陰茎前位陰嚢は，文献的に報告例も少なくきわめてま

れな奇形である．われわれの教室では，林ら1）が1972

年に本症の1例を報告しているが，今回は尿道下馴を

合併した本症を経験し，形成手術を施行したので若干

の文献的考察を加えて報告する．

症 例

 患者：2歳4ヵ月 男児

 初診：1977年5月12日（生後6日目）

 主訴：外陰部形態異常

 家族歴：祖母が糖尿病

 妊娠中経過：母体は25歳であり，妊娠4ヵ月頃に上

気道感染の既往あり，妊娠中軽度の下腿浮腫が出現す

るが，蛋白尿や高血圧などの既往なし．また，ホルモ

ン投与や放射線被爆の既往もない．

 現病歴：智位なるも満期自然分娩にて，同胞2名中

の第1子として某産婦人科医院にて出生す．出生時体

重は3，0709であった．しかし黄疽が強く，かつ外陰

部形態異常と右第4，5合趾症が認められたため，本院

小児科に転院した．外陰部奇形のため，生後6日目に

当科と共観となる．その後全身状態改善し，発育状態

良好となったため，外陰部奇形については2歳頃に形

成手術をおこなう予定にて外来で経過観察することと

し，生後40日目に退院した．退院後，全身状態および

発育状態ともに順調に経過し，1979年9月17日，外陰

部の第1次形成手術のため当科に入院した．

 入院時所見：身長82cm，体重13kgで，発育栄養

状態良好にて，貧血や黄疽なく，頭部，顔面および頸

部に形態的異常は認めなかった．

 胸部理学的所見異常なし．腹部では，肝臓，腎臓お

よび脾臓は触知されなかったが，還納性の右鼠径ヘル

ニアが認められた．背部や轡部に異常は認めなかっ

た．陰嚢は，発育正常な睾丸を包合して陰茎の背側根

部より前方の恥骨結合部に位置し，右陰嚢水腫をとも

なった二分様陰嚢であった．陰茎は，短小にてその腹

側に索状物を有し，陰嚢が陰茎に践状に癒合した，い

わゆるwebbed penis様であった．外尿道口は陰茎腹

側根部に位置し，外尿道口6時の部位に粘膜様の腫瘤

を認めた（Fig．1）．肛門部に形態異常はみられなかっ

たが，四肢において骨融合を伴わない右第4，5合趾症

を認めた．
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Table 1． Laboratory findmgs

Hematological examination

RBC

WBC

Hct

Hb

Plt．

B．T．

C．T．

（xlo6！mm3）

（ ／mm3）

  （e／o）

  （g／dl｝

（xl 041 mm3）

  （min）

  （mln）

Blood chemi stry

   I。工．

ALP

GO丁

GPT

LDH

T．P．

A／G

BUN

Na

K

Cl

Ca

P

（KA－u）

（K－u）

（K－u｝

（W－u）

（g／dl＞

（mg／dl｝

（mEq／L）

（mEq／L）

｛mEq／L｝

（mEq／L）

｛rng／dl ）

  449

7，000

   37

11．1

21．4

  4．0

  8．0

4．0

19 0

 34

  19

329

73
12
15 8

139

46
101

52
49

Hormonal exarm nation

  Blood

     GH （ng／ml）

     LH （mlU／ml）

     FSH （mlU／ml）

     Testosterone （ng／ml）

     Progesterone （ng／ml｝

   Urine

     170HCS （mg／day）

     17KS （mg／day）

     Gonadotrophin （U／day）

     Testosterone ｛ng／L）

Urinalysis

    Protor n

    Glucose

    RBC

    WBC

    Ep．

    Bact．

Na－R

ECG

Chest X－P

（fGF）

（／GF）

（fGF｝

（／GF）

（一）

（．）

（一）

15－20

｛一〉

〈．一）

〈．）

Norrnal

Norrna1

2．54

2．5

3．0

1．64

e．31

2．8

1．7

  6

17．3

Chromosomal karyotype ： 46 XY

Sex chromatin ： Negative

Fig 1
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Pre－operative appearance of external genitalia at the 2 years

4 months old， showing the pems postemor to the scrotum and

permeal hypospadias．
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 検査成績 末梢血液像や生化学検査には異常はみら

れす，胸部レントゲンや心電図にも異常所見は認めら

れなかった 染色休は46XYで，性染色体は陰性て

あり，ホルモン検査にて男性ステロィト系ホルモン

は，血中teststerone 1．64 ng／ml，尿中17KS 17mg／

dayてあった（Table l）静脈性尿路造影にて，両側

腎孟腎杯，尿管および膀胱ともよく造影されて異常所

見はみられなかっアこか，仙骨部に潜在性二分脊椎か認

められた（F192）UGGおよびCGともに，膀胱お

よび後部尿道に異常所見は認められなかった

 手術および経過 1979年9月25日，第1次手術とし

て，索切除術と陰嚢および陰茎の形成術を施行した

全身麻酔下に，ます陰茎腹側面中央部のchordeeの

両側縁に，冠状溝から会陰部に開口している外尿道口

まで縦切開を加えた さらに冠状褥に沿って陰茎皮膚

に冠状の切開を加えて，陰茎皮膚を剥離したのち，白

膜に注意しなからchordeeを鋭的lc H分切除した

あらかしめ十分に剥離してあった陰茎皮膚の縦切開の

両側縁を合わせて，緊張のかからないことを確かめた

のち，両側縁を4－O atraumatic chromic catgutて結

節縫合した その際，尿道の末梢端は十分に剥離して

おいた

 ついで，外尿道口を損傷しないように注意しなか

擁罐
轟

購
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藁撫鰍
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Fig 2 lntravenous pyelography at the 3 years

    10 months old
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ら，陰茎根部皮膚に環状切開を入れ，皮下組織を恥骨

結合上縁まで十分に剥離した 恥骨結合上縁におい

て，陰茎の直径に相当する大きさの皮膚切開と，陰茎
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Fig 3 Scrotoplasty
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Fig． 4 Appearance 1 year 10 months after re－

    section of chordec and scrotoplasty，

    showing the sound in urethra Trans－
    position of the scrotum and pems is

    repaired
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根部皮膚切開創と恥骨結合1二縁の皮膚切開創との中間

に，尿道口径よりやや大きめの皮膚切開を加えた（Fig．

3－A）．この皮膚をいわゆるdorsal hoodとして，陰茎

はその皮下を通して恥骨結合上縁の皮膚切開創に陰茎

を引き抜いた（Fig．3－B）．陰茎皮膚は，陰茎根部にお

いて恥骨結合上縁皮膚切開創と結節縫合して，その位

置を新しい陰茎根部の位置とした．外尿道口は，Jo－

hanson法2）の中枢側尿道端と陰茎皮膚切開創の縫合

のごとく外尿道口を十分切開したのち，中間部の皮膚

切開創の部位において，4－Oatraumatic chromic caL

tgutにて剥離した皮膚の裏側から外尿道口と陰茎皮

膚中央部切開創を結節縫合して外尿道口を形成した
（Fig． 3－C，D＞．

 第1次手術施行後の経過は良好であった．陰茎は恥

骨結合上縁で陰茎よりも前方に位置し，かつ陰茎は二

分様陰嚢であるが，陰茎よりも後方に位置した．外尿

道口は，陰嚢皮膚の正中後方において漏斗状となって

いる（Fig．4）．

 1981年7月7日，第1次手術後1年10ヵ月目に，第

2次手術として尿道下裂に対し尿道形成術を施行し

た．全身麻酔下にまずFig・’5－Aのごとく陰茎亀頭に

絹糸をかけ支持糸として陰茎を上方に牽引し，陰嚢正

中線で漏斗状となっている外尿道口を含む陰茎腹側面

皮膚中央部に約1．5cmの幅のU字形の皮膚切開を加

えFig・5－Bのごとく陰茎と陰嚢の皮膚を皮下組織を

十分に付けて剥離した。外尿道口に4号ネラトン氏カ

テーテルを挿入したのち，丸針付き5－0ナイロン糸を

用いて穴戸らによるCrawford氏法の変法3）を用いて

尿道形成術をおζなった（Fig・5－C・・F）・術後，創部

感染や皮膚片壊死もみられず，6日目にネラトン氏カ

テーテルを抜去し，ll日目にナイロン糸を抜去した．

 第2次手術後，尿道狭窄や尿道皮膚痩も生ずること

なく，排尿時，立位にて放物線を描く尿線をうること

ができた，尿道形成術後7ヵ月目の外陰部は，陰嚢の

変形が認められるが，陰茎と陰嚢Q位置関係は正常化

し，尿道は亀頭冠状溝近くに開口している（Fig．6）．

考 察

陰茎前位陰嚢は，陰嚢が陰茎根部の前位に位置する

きわめてまれな奇形で，1911年Broman4）の報告が
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Fig． 5． Urethroplasty by modified Crawford method
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Year
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196ア

1967

1969
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1978
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｝980

1980

1980
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1981
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Age

17yrs．
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22yrs．

 2yrs．9mos．
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12yrs．

10yrs，アmOS．

 2yrs，4mos．

Table 2． Previous reported cases of pre－penile scrotum in Japan

Associated anomalies Opet－ative procedures

Hypospadias， Inperforate anus

Fanconi syndrofme， Cleft palate， VmbUical hernia，

Rt－inguinal hernia

VUR， Hypoplasia of sacrum

i｛ypospt： di’as

Hypospadlas， rnperforate anus， Vrethrorectal
fistula， Cleft palate and lip

xxixy chromosomai rnosaicisrn ’lllilill／

Hypospadias， Anal stenosis， M’icrocephaly ．．illi’lll

Inperforate anus， Polydactyly

Hypospadias， Spina bifi・da occulta

Inperforate anus

Concealed penis

Inperforate anus

Hypospadias， lnperforate anus

Hypospadias

Rt－Retentio testis

Hypospadias， Spina bifida occulta， Rt－in，guinal

hernia， Syndactyly

Campbell’s method

Campbell’s method

        c一）

Campbell’s method

        （一）

       Died
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Glenn and Anderson niethod

        （一）
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Fig． 6． Appearance 7 months after the last ope－

    ration． Hypospadias is repaired．

最：初とされている．本邦では，1966年永田ら5）によっ

て第1例目が報告されているが，われわれが収集しえ

た本邦における報告例は自験例を含めて18例にすぎな

い（Tablc 2）．

 本症の名称については，prepcnile scrotum20～23），

transposition of the scrotum and penis24“”30）， tran－

sposition of the penis and testis3i）， transposition of

external genitalia32一”34）， penoscrotal transpositioni8，35），

scrotal transpositioni2・36）などが用いられている．本

症はcctopic scrotumとは異なり，陰茎と陰嚢との位

置関係の異常であることから，最近の外国文献では

transposition of the penis and scrotumの名称が多

く用いられている．本邦では，陰茎前位陰嚢なる名称

を用いた報告がもっとも多く，われわれの教室での第

1例目についても陰茎前議陰嚢として報告した．しか

し，藤田ら18）は，陰茎の陰嚢に対する位置異常には，

完全に逆位のものから正常に近いものまで移行型が存

在しているので，完全に逆位なものは陰茎前襟陰嚢と

してよいが，陰嚢の中央部より前に陰茎が存在するも

のではGlennら35）が用いているincomplete penosc－

rotal transposition（陰茎陰嚢：不完全転移症）と称す

るのが妥当と考えるとしている．以上のごとく，本症

に関してさまぎまの名称が用いられているが，われわ

れの症例のごとく陰茎と陰嚢が完全に逆位であるもの

では，日本語の医学用語として陰茎前位陰嚢は，陰茎

と陰嚢との位置関係を的確に示すきわめて適切な表現

であると思われ，われわれは本症例に陰茎三位陰嚢

（prepenile scrotum）なる名称を用いた．

 本症の発生原因についてはいまだに定説はなく，推

測の域を出ない．Moore37）によると，胎生期における

発生過程の第4週の初期頃から排泄高跳の腹側に性器

結節が発生し，排泄二三の両側に間もなく陰唇陰嚢隆

起と尿生殖ヒダが発生する。第9週末までは男女性殖

器は類似してみえ，以後胎児精巣で生産される男性ホ

ルモンにより外生殖器の男性化が起こり始める．生殖

結節から発生した生殖茎が伸び陰茎を形成する一方，

尿生殖ヒダは陰茎の腹側表面に沿って後から前方にか

けて癒合して尿道陰茎部を形成する．それにつれて外

尿道口は，亀頭に移動する．陰唇陰茎隆起は，次第に

癒合して陰嚢を形成する．本症の発生原因をこの第4

週から12週の発生異常とするものがある20）．しかも，

胎芽の発生発育はその器官形成期中に障害されやすく，

この期聞耳奇形誘発因子が先天性奇形を起こすことが

多く，それぞれの器官はその発生が狂わされる臨界期

を持っているとするMooreの説38）に当てはめること

ができる．このMQoreの説を本症の合併奇形につい

ても当てはめると，尿道下野は第ll週頃，鎖肛は第7

から8週頃にあり，ほかに口蓋破裂は第12週，合指症

は第6から7週となる．

 本症に合併奇形が多いことは，前述のごとく本症が

胎生期の発生過程の一連の流れの異常により生ずる多

くの奇形の申の1つであるためと考えられ，したがっ

てこの異常を生ずる因子がきらに問題点となってく

る．その1つの因子としてホルモンが考えられる．た

とえば，尿道下裂では胎児精巣による男性ホルモン生

成の不足が原因することや，半陰陽のごとくホルモン

の量によりさまざまの外陰部形成不全が生ずることが

あり，本症の報告例の中にも，林ら1）や嶋田ら6）のよ

うに母体妊娠中の黄体ホルモン投与の既往をもつ症例

があり，なんらかのホルモンの関与することが示唆き

れる．そのほかに考えられる因子として，本症が最近

多く報告されるようになったことより，社会文明の発

達にともなう母体に負担を与える因子がいろいろと考

えられ，金重ら「4）の報告のように母体妊娠中の放射線

被爆の既往を持つ症例もある．

 いっぽう，発生過程の第4週以前にすでに原因があ

るとする報告もある，たとえばMeyer39）は，発生は

embryonic cavanous tissueにより誘導され，この異

常で奇形が生ずるため胎生1ヵ月までに位置異常が決
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零すると考え，このため生ずる外陰部の位置異常は男

性のみでなく女性にも陰核と陰唇の位置異常として起

こりうると述べている．またGualtieriら22）は，本症

は有袋類では正常な形態だから，自然発生および放射

線被爆により遺伝子に突然変異が生じ，いわゆる先祖

返りが起こった可能性があると述べている．他の本症

の報告例に家族歴のあるものや27・29・3D，全身疾患の

Fanconi症候群をともなったもの8，32）などがある．以

上のように本症の原因は胎生期の発生異常だけでは説

明できず，多種にわたる原因が考えられ，不明なとこ

ろが多いと思われる．

 本症は致命的な合併症がなければ予後は良く，ま

た生殖能力も保持されていることが報告されてい

る16・23・33）．しかし，陰茎と陰嚢の位置異常による機能

的かつ美容的な問題から患者の成長にしたがって精神

的苦痛をもたらすものであり，外陰部形成術の必要な

ことはいうまでもない．しかも小柳40）は，その手術時

期および手術回数も思者に大きな問題となる点を指摘

している．われわれは，集団生活の始まる幼児園入園

前にこの形成手術を完了すべく，2歳4ヵ月時に索切

除術と陰嚢形成術を，4歳2ヵ月時に尿道形成術を施

行し，2段階的に形成を完了し，患児は幼児園入園前
         
に立位にて正常に排尿ができるようになった．

 本症の手術方法には，陰嚢を切開分離し，陰茎を前

方へ移動固定したのち，陰嚢皮膚を縫合閉鎖するFo－

rshall and Rickham2s）， Campbe1128）， Glenn and An－

dersonら35）の方法と，陰嚢に後方から前方に向かっ

てトンネルを作り，この中を陰茎を貫通させ固定する

Mcllvoy and Harris24）のtunnel methodがある．

ほかに，陰茎根部とsuspensory 1三gament of penisを

固定するDattaら29）の方法がある． Campbcllらの

方法や，tunnel methodでは陰茎根部の固定が不十分

であb，またDatta法では陰茎根部の挙上が十分で

ないなどの欠点がある．藤田ら18）は，高度な奇形には

tunnel methodが良く，かっDatta法による陰茎の

固定も必要であり，陰茎の移動が短かくてすむもので

はGlenn and Anderson法1こ準じた術式が簡単で，

Datta法による補強の際にも視野が広くとれて便利で

あると報告している．われわれの症例は尿道下裂をと

もなった高度な奇形であるので，まず尿道脊柱に対

して十分な索切除を施行し，陰嚢形成術ではtunnel

methQdを応用し，外尿道口附近は尿道形成術後狭窄

を生じやすいので，尿道球差狭窄時の形成術である

Johanson法2）を利用して広い外尿道口とした．つぎに

尿道形成術には，宍戸ら3）のCrawford氏法を改良し

た方法を用いた．以上の結果，外陰部を形態的に正常
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に近いものに修復でき，しかも術後の痩孔や尿道狭窄

などもなく，排尿時に問題のないものとなった．しか

しながら，今後成長するにつれ，外陰部の発育状態，

そして性生活に関する問題など多くの点を残している

ものと思われ，長期にわたる経過観察が必要である．

結 語

 われわれは，尿道下裂をともない，陰茎と陰嚢が完

全転移していた陰茎前垂陰嚢を経験し，形成手術にて

満足すべき結果をえたので若手の文献的考察を加えて

報告した．

本稿の要旨は第98回日本泌尿器科学会関西地方会にて報告

した．
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