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 Herein we report a case of primary paragan，cr．liomca of the urinary bladder．

 A2ユーyaer－old woman was admitted to an emergency hospital， because of gross hematuria，

dysuria and complete urinary retention． 1）elvic CT scan and ultrasonic examination revealed

a bladder tumor and coagulated bloody mass， then she was referred to our clinic fer further

treatment． On cystoscopy a dark brown lobular tumor was seen on the anterior wall． The

bladder tumor was removed by partial cystectQmy． The operative specimen measured 6×4

×3cm and weighed 50 g． Histological examination showed it to be a paraganglioma of the

urinary bladder， which was chromaffin positive． Her serum and urinary cathecolamine

level were wlthin the normal range after operation．

 She is now ten months postoperative， free from hematuria， and showing no other symptoms

or signs of disease inciuding metastasis．
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         緒     言

 近年，褐色細胞腫はその臨床的特徴とともに種々の

生化学的検査，画像診断の進歩にともない，多数の報

告がなされるようになっているが，膀胱を原発とする

paragangliomaは，なおまれな疾患である．今回，

われわれは膀胱タンポナーデを初発症状とした膀胱原

発paragangliomaの1例を経験したので若＝「の文献

的考察を加え報告する．

症

症例：21歳，女子

主訴：肉眼的血尿，尿閉

家族歴：特記すべきことなし

既往．歴＝特記すべき『ことなし

例

現病歴＝1981年12月1日に突然の肉眼的血尿をきたし
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Table 1． 入院時検査成績

血沈
 1時間値     18 mm

 2時間値    38mm
末梢血
 赤血球数  340×10‘lmm3
 ヘマトクリット  25．5％

 ヘモグロビン   7．8g／d2

 自血球数    5800／Mm3

  好中球   65．7％
  リンパ球   26．8％

  単 球    3．2％
  好酸球    0．8％
  好塩基球   0，8％
 血小板数  24．0×10ヲ冊m3

血液生化学
 総蛋自
 アルブミン

 総ビリルビン
 直接ビリルビン

 AトPase
 GOT
 GPT
 LDH
コリンエステラーゼ

LAP
r－GTP
総コレステロール

中性脂肪
Na
K
Cl

Ca
P
BUN
クレアチニン

尿酸

6．4g／d侶

4．2g／d息

0．7㎎／d旦

O．2 mg ／dg

sl lu／e

 31 tu／e

 101U／e
s35 IUIe

O．71 ApH
 lsIUIe

 21U／e
144 mg／dg

 89mg／d息
139 mEq／e

s．1 mEq／e

102mEq／e
4．5mEq／2

4．0 mg／da

17．1 mg／dg

O．6mg／d且

3．4mg／d2

血清鉄   20μg／d2

蛋自分画Alb．62．6％
    aiG 2．60／e

    a2G 8．0％
    BG 10．6％
    7G 16．2％
    A／G 1．7

血清学免疫学
CRP
RAテスト
ASO
抗DNA抗体
 igG
 lgA
 lgM
 C3
 C4
 CHse
 CEA
腎機能検査
 Ccr
出血時間

凝固時間

 5十
 （＋）

 12 Todd

 1：80 “

1165 mg／d2

283 mg／dg

244 mg／d2

52．9 mg／d2

19．3 mg／d2

32．7U ／m2

0．71 ng／mg

70．4mg／min

 8分
 8分～18分

プロトロンビン時間69．5％

卜ロンボテスト

尿検査
 糖
 蛋白
 赤血球
 白血球
 尿培養 S．marcescence

 60 ％

 （一）

 （一一）

 （什）

2～3／視野

lo4 cells／me

F 一i g．． 1

排尿困難が増強し，ついに尿閉となったため，同日，

某病院に緊急入院した．CTおよび，超音波撮影にて

膀胱腫瘍を指摘され12月4Hに当科を紹介され即「1入

院した．入院時までに，高血圧，排尿時の疹痛，異常

発汗などには気づいていない．

入院時現症：身長144cm，体重39kg，栄養良好，体

温36．9℃，脈拍数84／分，整，血LE 94！60mmHg，眼．

瞼結膜貧血様，眼球黄疸なし．頸部リンパ節触知せず

一∴：し織

凱警讐
    拶曇

 顧
．．auasig

Fig． 2

  滋1

、k’ dr

胸部，聴，打診上特記すべぎことなし．腹部，肝，脾，

腎触知せず，特記すべきことなし，

入院時検査成績：Table 1に示すように，高度貧血，
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LDHの高値，血清鉄の三値， CRPが5（＋）， RA

テスト，陽性，尿検査にて蛋白尿（砦），高度血尿を認

めた．

 骨盤部CT像では，膀胱前壁やや右側に腫瘍を認め

（Fig。1），同部の超音波撮影でも，分葉性の腫瘍を認

めた（Fig．2）．

 膀胱鏡所見では膀胱前壁中央より3コないし4コに

分葉した赤褐色の鶏外大の有茎性の腫瘍が下垂し，そ

の表面に数ヵ所の出血点を認めた．同時にpunch

biopsyをおこなったが，正常移行⊥皮であった．

 尿細胞診では，比較的小型ではあるが，濃染核を有

する異形細胞が認められclass皿と診断された（Fig．
3）．

 排泄性腎孟造影では，腎孟腎杯系に異常は認められ

なかった．

 以上より膀胱腫瘍の診断のもとに，12月17日，持続

硬膜外麻酔下に膀胱部分切除術を施行したが，術中と

くに著明な血圧の変動，不整脈の出現はみなかった．

 摘出された腫瘍は，有茎性，多房性で6×4×3cm，

重量約50g，表面は赤褐色を呈した（Fig．4）．病理組

織学的には血管に富んだ狭い結含織性間質に境され，

巣状，索状構造を示し，好酸性穎粒状の細胞質と中心

部の類円形の核を有する多角形の細胞から構成されて

いた（Fig．5）．また，クPム親和性反応は弱陽性を

示し，病理組織学的に膀胱原発のparagangliomaと

診断された．

考 察

 褐色細胞腫は，クロム親和性細胞より発生する腫瘍

であり，副腎髄質由来のものど副腎外発生のものと

がある．Pickが副腎由来を， pheochromocytoma，

副腎外のものをparagangliomaと定義して以来，こ

の名称が広く用いられるようになって来ている．副腎

外のparagangliomaは，全褐色細胞腫中約10％1・2）

を占めるが，その中で膀胱原発のものはさらに約10％3）

であり，全膀胱腫瘍中では，0．5964・5）以下の頻度にし

かすぎない．また，本疾患は，膀胱のクロム親和性組

織の胎生期の遺残より発生するものと推測されてい

る6、8）．

 本邦では，1961年の勝目ら9）の第1例目より1982年

10月までに14例10、24）が報告され，本日が第15例目と思

われる（Table 2）．男女比は，男予7例，女子8例と

ほぼ同数であるが，年齢では男子は，43歳から82歳ま

で平均6L3歳で，膀胱癌患者の年齢25）とほぼ同等であ

るのに対して，出爪では15歳から52歳までで平均31．9

歳と若年者に発生している，

 本疾患の特徴ある症状としては，高血圧，血尿，排

尿時の疹痛，顔面蒼白，心悸元進異常発汗などの発

作があげられる．高血圧では，ほかの褐色細胞腫と同

様に持続型と発作型とがみられる．血尿は，膀胱筋層

に発生した腫瘍が粘膜の破綻によりはじめて発生する

といわれ比較的出現は遅い．排尿時発作は，膀胱の充

満時の膀胱壁の伸展，排尿時の収縮が刺激となり，腫

瘍からカテコラミンを分泌させるため，腫瘍が小さな

ものでも生じ，早期より出現する症状である．本邦例

では，高血圧を示したものは8例，53．3％，第8回目

の顕微鏡的血尿を含め血尿を認めたもの9例，60％，

排尿時発作を認めたもの5例，40％であり，これら三

主徴がすべてみられたものは，わずかに，第7例目と

第13例目の2例，13．3％にすぎない．これらの症状の

頻度は，片岡ら26）が集計した内外の文献例88症例での

頻度とほぼ同時である．術前に高血圧，排尿時発作の

みられた7例について尿中カテコラミン，その代謝産

物が測定されているが，全例高値を示し，とくに他の

副腎外のparagangliomaと同様にnoradrenalinが

より高値を示している，JML中カテコラミンは2例で測

定され，2例ともnoradrenalinの高値を認めるが，

adrenalin は正常範囲内であり，尿中，血中での

noradrenalin， adrenalin， VMAなどが，それぞれ

個々に測定されることが重要であると思われる．診断

のために，さらに，レギチン抑制試験，ヒスタミン誘

発試験，腫瘍マッサージ試験，膀胱内冷水注入試験な

どが試みられるが，：本邦では，3例にレギチン試験が

おこなわれ3例とも陽性を示し，4例でマッサージ試

験がおこなわれ2例に血圧の上昇を認めている．

 膀胱鏡所見では，腫瘍は前壁，頂部，後壁に分布し

小指頭大より超鶏卵大まで認め，有茎性，半球状，広

壮性と各種みられる．腫瘍表面は平滑あるいは凹凸不

整であるが，一般的には粘膜下腫瘍の外見であり，通

常の移行上皮癌とは趣を異にする．4例で赤褐色の色

調を示しているが，特徴的な所見であると思われる．

尿細胞診では，第14例目と旧例とでおこなわれている

が，第14二目は陰性であるのに対し，本例ではclass

皿と異型細胞を認めており，診断の補助となるものと

思われる．

 本疾患の診断は，特徴的症状を伴う症例では容易で

あるが，生化学的検査，画像診断の進歩した今日でさ

ft ・血尿のみの症例では困難である．本邦でも術前診

断が確定していたものは7例，46．7％oにすぎず，すべ

て，高血圧，排尿時発作をともなう例である．したが

って術前，術中の管理を安全におこなうためにも，経

尿道的生検により術前診断を確定しておく必要がある



Table 2．本邦における報告例

略主訴建血血尿騨術留テコ環ン殊部膀位胱難所量見状鶉術式罐摘出標本報告者
1

2

3

4

5

6

7

8

9

10

a1

12

13

14

15

女49潮繋

男 66 肉眼的血尿

男58肉眼的血尿

    心悸充囲
女17    多 汗

雫 59 肉眼的血尿

男59肉眼的血尿

女52窪罐騒

男62尿 閉

門2四脚気

門24鋸葎囎

男82肉眼的血尿

女15高血圧

男 43 肉眼的血尿

女2薙雛二

女 21 肉眼的血尿

（＋）

e

（t）

（t）

（一）

（十）

（ t7）

（TE）

（t）

（＋〉

（＋）

（＋）

（t）

（十う

（十）

高値

高値

陽性   前 壁．

     前 壁

    後壁右側壁

超鶏卵大

揺指頭大
小指頭大

半球状
表面平滑

半球状

有茎性表面平滑
赤褐色

 頂 部   掴指頭大

鯉順部超鶏卵大i緒舗示褐色

   離駐導管醤付近鶏卵大諜富凹凸不整

高値 高値 陽性   右前壁        粘膜隆起

高値 高値

   高値

   高値

後壁左側壁

前壁頂部

後壁右側

前壁中央

     非乳頭状旧基性
鶏卵大
     表面凹凸不整

栂指頭大 非乳頭状

纈大壁離海上

（＋）

（t）

（＋）

（＋）

（＋〉

部分切除術

部分切除術

部分型除術

部分切除術

部分切除術

部分切除術

部分切除術

電気切術

部分切除術

部分切除術

TUR－Bt

部分切除術

部分切除術

部分切除術

部分切除術

転移

転移

？

転移
再発

？

（一）

転移

再発

転移

？

4．2×4．8×2．50m
  659

3．5×3．5×3．20m
  21 g

35g

6×6×70n
  45 g

1．5×1．3×1．Ocm

5．2×’4．4×3．1cm
  36 g

4×3．4×2．5cm
  26 g

7×7×50m
  t329

5×5．5×4cm
  40 g

4×3．4×2．5cm
  269

6×4×3cm
  50g

勝目ら
（t961＞

田崎ら
（a963）

新山ら
（1969）

新保ら
（1970）

秋田ら
（t972）

勝見ら
（1974）

高橋ら
（1975）

北川ら
（1 977）

副島ら
（1979）

育木ら
（1981）

落司ら
（198わ

今中ら
（1981）

片岡ら
（1982）

森田ら
（1982）

自験例
（1982）

忌E

［ユ

寒

無
二

窮

鵯
よ｛

1野

Eg

ホ

隔q
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と思われる．

 治療に関しては，外科的処置が主であり，化学療法，

放射線療法などは，ほかの褐色細胞腫と同様，有効で

はない．術式は，部分切除例が13例86．7％と大多数を

占めているが経尿道的切除術では腫瘍が筋層内に存在

することより不十分であるためと思われる．

 予後に関しては，腫瘍が完全に切除されれば，一般

的には良好である．本疾患もほかの褐色細胞腫同様に

組織学的に，悪性，良性の区別は困難であり，臨床的

に転移，再発の有無が悪性の指標となる．しかし，多

発性と転移との区別も問題であり，一般的には，クロ

ム親和性細胞が存在する部位に腫瘍が発生した場合を

多発とし，そうでない場合を転移としている．今中

ら22）は，内外文献例15例の悪性の本疾患を報告してい

るが，6例の死亡例のうち4例は，高血圧性心不全，

突然死など，カテコラミン代謝と深い関係を持ち，残

り2例は，全身転移による腫瘍死である．本邦では，

再発，転移，残存腫瘍が疑われたものが6例で，その

うち死亡例は2例であるが，第1期目は術後8ヵ月目

で心不全のため死亡し，第4例目は，3年後に膀胱に

再発し，全身転移を引きおこすとともに，高血圧性心

不全にて死亡している，また，第11例目は，12年前に

膀胱腫瘍の既往があり当時の組織像もparaganglio－

maであった再発例である．なお，悪性の褐色細胞腫

には，3，4－dihydroxyphenylalanine， dopamine の

分泌能力がある27）といわれ，転移例である第9例副

管12例目で尿中DOPAが測定されており，両者とも

高値を示しており，DOPA， dopamineもほかのカテ

コラミン同様に測定されるべきであると思われる．

 術後管理においては，術前に高血圧，排尿時発作，

カテコラミンの高値がみられた症例では，経時的な血

圧，カテコラミンの測定をおこない，それらが正常化

しない例に対しては，転移，残存腫瘍の存在を疑い，

CT，リンパ管造影，血管造影，選択的静脈血採血に

よるカテコラミンの測定などをおこない積極的な検索

が必要である．術前に特徴的症状を欠く症例では，そ

の転移，残存腫瘍の有無の判定は困難であるが同様の

十分な検索とともに長期間にわたる注意深い観察が必

要であると思われる．

結 語

 21歳，女性で，膀胱タンポナーデを初発症状とする

内分泌非活性の膀胱原発paragangliomaの1例を報

告するとともに本邦の膀胱原発paragangliomaの臨

床的特徴を報告した．

 本文の要旨は第32回泌尿器科中部連合総会において報告し

た．
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