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   Acase was reported of a tcsticular in創tration in childhood lymphocytic leukeln圭a during bone

          コ      ロ

marrOW rem1SS10n．

   A2－year－old boy was admitted with 7 weeks history of general fatiguc， palcness and subfever

in February 1974， and was diagnosed as acute ly皿phocyt圭。 leukemia． Initially treated with gluco－

corticoid and vincristine， and subsequently maintained on the prophylactic thcrapy with central nerv－

ous system irradiation and intrathecal methotrxate， he kept a complcte remission state fbr two years．

   On the sCcond adrnission， in March 1976， he devcloped a painless swelling of the right testis which

subsidcd fbllowing loca1三rradiation．

   On the third admission in Novembcr 1976， a hematological relapse made him on chemotherapy

with a resu正t of a normal myelogram・ ．                           ・

   He was admitted f｛）r the f（）urth t量me due to reswelling of the right testis in January 1977 while

bone marrow remission． Histologic且nding of thc removed test三s and epididymis revealed a lcukcmic

infiltration． Two months later he developed another mass on the opposite s圭de of the scrotum．

   Litcraturc was reviewcd brie最y on the clinlcal cases w圭th test三cular swelHng during the course of

lcukemia．
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 白血病の経過申に，臨床的に睾丸に腫瘤形成を認め

るもの，または病理組織学的に，白血病細胞の認められ

るものを，白血病の睾丸浸潤と称している．近年，申枢

神経系への予防的治療を含めた，．“Total Therapy”1－5）

の普及により，小児白血病患者の生存期間は，著明に

延長してきている2～4・6～8）．従来，泌尿生殖器ことに性

腺への浸潤は，剖検例には，多く認められるものの9・10），

臨床的には，Watson et al・11）によれば，まれなもの

であった．しかし今後，このような症例は，生存期間

の延長とともに，増加すると思われる12’“15）．

 われわれは急性リンパ性白血病の寛解導入後，2年

1ヵ月を経過して，右陰嚢内容の無痛性愚亭を認め，

組織学的に急性リンパ性白血病の睾丸および副睾丸へ

の浸潤と診断きれた症例を経験したので，これを報告

するとともに，いきさかの老子を試みたい．

症 例

 愚者：H・T・5歳7ヵ月，幼稚園児・

 初診：1977年3月28日．

 主訴：右陰嚢内容の無痛性腎張・

 家族歴：特記事項なし．

 既往歴：特記事項なし．

 現病歴：1974年2月（2歳6ヵ月時）全身倦怠感と

顔面蒼白，および微熱を主訴として，阪大小児科を受

診しすこ．急性リンパ性白血病の診断のもとに，同日入

院した．

 臨床経過（主として血液学的）：当時の一般血液学

的所見では，赤血球356万／mm3， Hb 9．09／dl， Ht 21

％，血小板7万／mm3，白血球2100／mm3，芽球6％，

異型リンパ球2％であった．骨髄像は，有核細胞6×104／

mm3，巨核球なく，ペルオキシダーゼ反応陰性で，急

性リンパ性白血病の骨髄像を示していた．プレドニゾ

ロン25mg／日を合計1050 mg，ピンクリスチン0．9mgf

週を合計5・4mg，輸血を400 m1おこなった．4月4

日の一般血液学的所見にて，赤血Pt 41 1 × 104／mm3，Hb

12・09／dl， Ht 34％，血小板8．4x104／mm3，腫瘍細胞な

く，骨髄像にて，有核細胞2×104／mm3，で，巨核球は認

めなかった．以上の所見より血液学的に寛解と診断し

た．さらに予防的に脊髄と頭部へおのおの，150rad／

日，合計2250radのリニアックを照射した．メトト

レキセート（MTX）7・2 mg／日を合計14・4 mg，髄腔

内注入した．以後維持療法として，プレドニゾロンを

14日間に合計140mg，ピンクリスチンを合計1140 mg，

エンドキサン（EX）合計36 mg静注，同年5月25日

退院し，以後外来治療をおこなっていた・1976年3月

18日（4歳半時）一般血液学的所見では，赤血球355

万／mm3， Hb l LO 9／dl， H：t 32％，白血球3300／mm3，

リンパ球32％，異型リンパ球および芽球を認めず，血

小板22万／mm3と血液学的寛解状態にあったが，右陰

嚢内容の無痛性腫張に気づき，急性リンパ性自血病の

睾丸への浸潤が疑われ，当院小児科に再入院した．

 主として陰嚢内容腫張にかんする経過：右陰嚢の大

きさは，4．5cm×2．5 cm×2cmであるのに対して，左

陰嚢の大ききは，1．1cm×2．2 cm×2cmと正常の大

きさであった．右陰嚢内容の腫大を，白血病の右睾丸

への浸潤と診断し，リニアック200rad／日を合計1000

rad，右陰嚢へ照射した結果，1976年4月10日には，

右陰嚢の大きさは，2．5cm×1・4 cm×1．5cmとほ12正

常大に，縮小した．以後ピンクリスチンを10日間に，

70m9，プレドニゾロンを合計1015mg， MTXを10週

間に420mg， EXを10週間｝C 420 mg，6MPを15週聞

に315mg使用した．1976年H月（5歳3ヵ月時）右
陰嚢の大きさは，1・1cm×2・2 cm×2・O cmとほ｛ま正常

大であった．一般血液学的所見にて，赤血球396×104／

Mm3， Hb l I．Og／dl， Ht 33％，白血球2800／mm3，芽

球36％，血小板21×104／mm3，骨髄にて腫瘍細胞は53％

であった．髄液内に腫瘍細胞を認めず，血液学的再燃

と診断きれた．これに対して，L一アスパラギナーゼを

16日間に3600単．位使用したが，芽球が宋梢血液像に

36％出現し，効果が期待できなかったので，ピンクリ

スチンを3週間に3mg，プレドニゾロンを合計945

mgを使用し，シタラビン220 mgを併用した．1977

年1月7日，骨髄像にて，芽球1％，ペルオキシダー

ゼ反応陰性，血液学的寛解と診断し，以後，プレドニ

ゾロン50mg， BCG cell wall skeleton（CWS）3000

μ9を使用し，1977年2月｝ご退院し，きらにGWS 1500

μ9を投与維持していた．1977年3月28日（5歳7カ

月時），ふたたび右陰嚢内容の無痛陰湿張をきたし，

当科と共同観察となった．

 共同観察時現症：一般状態良好にて，意識清明，軽

度の脱毛を認めた．肝脾腫なく，各種神経学的異常所

見を認めず．頸部および鼠径部のリンパ節の腫大も認

めなかった．右陰嚢の大きさは，3．5cm×2．2 cm×2．O

cmで，右陰嚢の下半分に硬結を認めた（Fig．1）．

 共同観察時検査所見：一般血液学的所見にて，赤血

球374×104／mm3，白血球6000／mm3， Hb 10．8 9／dl， Ht

34％，桿状球6％，分葉球66％，野酸球5％，好塩基

球O％，リンパ球21％，単球2％．骨髄像にては，

有核細胞24×104／mm3，巨核球3／mm3，芽球2．8％と血

液学的寛解中であった．脊髄髄液所見では，髄液圧

120 mmH20，細胞数1／3，腫瘍細胞を認めず，清澄で

あり，肝機能検査にても，トランスアミナ一肌は，正
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ジ
  Fig・3・右睾丸の組織像（H． E．400倍）．

       白血病細胞の浸潤を認める．

                義．
Fig． L 右除睾術直前の外性器．

    右陰嚢内容の腫大を認める．

常域にあり，止血検査にても異常を認めなかった．尿

沈渣にても，赤血球なく，異常細胞も認めなかった．

 手術所見：19771三4月1口，GOF麻酔下に，右高

位除睾術を施行した．右睾丸は白色状でkl．t旨頭大に腫

大していた．周囲組織との癒着はなく，剥離は容易で

あった．精素への浸潤は認めなかった．

 摘除標本：大ききは，2．9cmxl．8 cm×2．2 cmで，

重量は10gであった，睾丸，副睾丸ともに腫瘍化し，

硬く，割面は黄亀虫で，正常睾丸部分を認めなかっ

た（Fig．2）．

 組織学的所見：HE染色にて，睾丸のほとんど大部

分が，腫瘍細胞で占められており，間質部分の増殖を

認めた．未熟な精細管がわずかに糸状に認められた．

腫瘍細胞は細胞質に乏しく，核小体の明瞭な円形の核

を有しており，白血病細胞と診断された．副睾丸にも

同様にビ慢性白血病細胞の浸潤が認められた（F1g．3）．

 術後経過：術後7日目に，創は治癒した．1977年5

 Fig．2．右陰嚢内容の摘出標本．重量109．

月26日には，左睾丸も2・5cm×2・2 cm×1・8 cmと腫

大し，リニアック2500radを局所に照射し，ほぼ正

常大となったが，ふたたび末梢血液像にても，腫瘍細

胞の出現を認め，血液学的再燃状態にある．

考 察

 1）白血病の睾丸浸潤の組織像について

 臼血病の睾丸浸潤は，天野9），Ku・et aL14）によれ

ば，自血病細胞が血管内あるいは，リンパ管内に存在

するだけでなく．間質組織へ明瞭に浸潤しているもの

であるとしている．浸潤形態は本圃にも認められたご

とく，ビ慢性で，ほぼ均一に白血病細胞の浸潤が認め

られる．精細管はこのために圧迫され，萎縮するがセ

ルトリ細胞は存在する．本例に認められたような，副

睾丸への浸潤は，Givlcrlo）によれば，ほとんどないと

し，Kuo et aL14）によれば，まれであり，浸潤形態も

島状であるとしている．間質の線維化は，白血病浸潤

によるものでなくて，むしろ治療の結果と考えられて

いる9・10・14，15）．

 2） 頻度について

 従来，白血病の泌尿生殖器系への浸潤報告例は，剖

検例では多く，27～92％に認められる1。・31）．天野9）は，

49例中91％にみとめている，浸潤臓器としては，腎臓

が多く25，27），ついで膀胱であり，臨床的に睾丸浸潤の

報告例は少なく，Watson et al・11）によれ｝ま，32例の泌

尿生殖器への浸潤例のうち，睾丸浸潤は1例である11・

29）．本邦でも小島30）によれば，腎への浸潤例が45例中

11例と最も多く，性腺単独の浸潤例はない．しかし，

臨床上睾丸浸潤と診断される例が増加するのではない

か12｝15）といわれており，われわれは本邦での報告例41

例を集計した（Table l）・病型ではALLが最も多く，

発症年齢は，おもに乳幼児期であり，発病より睾丸腫

張までの時期は短く，2年以内のものが多い．また血

液学的寛解中のものがとくに多く，両側に発症するも
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Table 1． Leukemic infiltration of the testis in the Japanese literature

報告剤一陣制診断陣間傷憾纏翻治 療 転 帰

1）飯 塚・ほか32） 1954 85 日 AML 20 日 寛   解 両側 な し 死52日
2）秋 山・ほか16） ！961 5！歳 AML 数 日 寛   解 両側 両 側OX． R． 死8月
3）永 田・ほか33） 1962 3 歳 AL ？ 寛   解 両側 両 側OX． ？

4）三 矢・ほか17） ！965 11歳 AML 1年7月 寛   解 両側 両 側OX． 再1年8月
5）松 下・ほか18） 1966 7 歳 ALL 10月 寛   解 両側 P．6MP． EX． 生工年3月

6）藤本・ほか34） 1967 5 歳 ALL 2年5月 寛   解 ：左側 左OX．6MP． P． 死3年2月
7）飯 塚・ほか19） 1967 9 歳 AL 9 月 寛   解 両側 両側OX． P．6MP． 死三年7月

8）藤 本・ほか35） 1968 工歳8月 ALL 2年5月 寛   解 両側 両側OX． P．6MP． 死3年5月
9）藤 本・ほか36） 1968 2歳5月 AL 8 月 再   燃 両側 MT．PR 生1年
lO）藤 本・ほか36） 1968 1歳8月 AI」L 1 年 寛   解 左側 P．MT． 生1年
11）山 口・ほか37＞ 1968 8歳工0月 AML 4年3月 寛   解 両側 P．6MP． EX． 生4年9月
12）相 田・ほか38） ユ968 2歳6月 AL 7 月 寛   解 両側 P．6MP，化 生7月
13）相 田・ほか38） 1968 3歳11月 AL 10月 寛   解 両側 P・化 生10月
14）鎮西・ほか4・） 工969 3歳10月 UND 8 月 再   燃 両側 化 生2年8月
15）大 槻・ほか12） 1970 3歳4月 AML 6 月 寛   解 両側

両側OX． P．6MP．
u．MT． 死闘0月

エ6）宮下・ほか39） 1970 9 歳 AML 7 月 寛   解 左側 左OX． V．6MP・P， 生1年！0月

17）安藤・ほか13） 工971 5 歳 UND 1年5月 寛   解 左側 左OX． MT．6MP 生1年8月
18）小松・ほか41） 1971 12歳 ALL 1年4月 寛   解 両側 右OX・V． 死1年6月
19）吉 田・ほか20） 1972 7 月 ALL 6 月 寛   解 左側

左OX． P． R．6MP．

lT． 再1年
20）外 間・ほか21） 1972 9 歳 AML 1年9月 寛   解 両側 両側OX．P．6MP．1・． 生1年9月

P6MP． V． M．
2D大 井・ほか22） 1973 39歳 AML 7 月 寛   解 両側 EX． 死10月
22）武 田・ほか42） 1973 7歳7月 AML 1年7月 CNS再発 両側 L．P．6MP． 生1年8月
23）高瀬・ほか23） 1973 39歳 CML ？ ？ 両側 ？ ？

24）川 倉・ほか24） 1974 5 歳 ALL 2 年 寛   解 両側 6MP． MT． P． R． 死2年
25）川 倉・ほか24） 1974 5 歳 ALL 1年9月 寛   解 両側 6MP． MT． P． 生1年9月
26）小 崎・ほか44） 1974 1 歳 ALL 2 月 再   燃 ？ P．6MP． LV． 死3月
27）佐々木・ほか45） 1974 ll歳 AML 1年4月 寛   解 両側 V．A． M． P． 生1年8月
28）佐々木・ほか45） 1974 13歳 AML 11月 寛   解 両側 V．A． M． P． 再1年8月
29）亘 理・ほか43） 1975 7歳7月 ALLb 3 卸 寛   解 両側 右OX・V・P． R・ 死8年7月
3Q）亘 理・ほか43） 1975 8歳7月 ALL 8 月 寛   解 両側 P．V． R． 死1年6月
3D亘理・ほか43） 1975 2歳10月 ALLb 2年9月 寛   解 両側 P．V． R． 死4年10月

32）亘理・ほか43） 1975 7歳5月 ALLb 5年！Q月 寛   解 右側 P．R． 死7年5月
33）亘 理・ほか43） 1975 5歳8月 ALLb 1年5月 寛   解 左側 P．6MP． V． R． 死2年
34）亘理・ほか43） 1975 1Q歳U月 ALLb 3年3月 寛   解 両側 P．V． R．． 生3年5月
35）亘理・ほか43） 1975 4歳5月 ALLb 9 月 CNS再発 左側 P．V． R． 生1年
36）亘理・ほか43） 1975 3歳Q月 AIJ．b 6年9月 寛   解 右側 P．V． R． 生7年
37）坂井・ほか46） 1975 15歳 AML 不 明 寛   解 右側 右OX．化 寛

38）川 島・ほか47） 1975 ／1歳 AML 1年5月 寛   解 両側 V．A． MP． 寛1年5月
39）川 島・ほか47） 1975 13歳 AML 工年5月 寛   解 両側 V．A．M．P．R．

4Q）市 川・ほか48） ！976 4 歳 AML 1年3月 寛   解 両側 両 側OX．

41）本 例 1977 4歳7月 ALL 2年2，月 寛   解 両側 右OX， R．化 生3年6月
1

ALL：急性リンパ性白血病， ALLb：急性リンパ芽球性白血病， AL：急性臼血病， AML：急性骨髄性白血病，

CML：慢性骨髄性白血病， P：糖質コルチコイド， EX：endoxan， R：放射線照射， V＝vincristine，6MP：

6－mercaptopurine， L：L－asparaginase， MT：mcthotrexate， OX：除睾術，寛：治療後の寛解期間，死：

白血病発病より死亡するまでの期間，生：白血病発病後の経過追求期間，化：化学療法，再：白血病発病後再

発するまでの期間，期間：白血病発病期より睾丸腫瘤形成までの期間．
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のが大部分である．Kuo et aL14）の集計でも同様に

ALLが多く，平均7・5歳で，発症より睾丸腫張まで

の期間は，3～46ヵ月で平均19・5ヵ月であり，われ

われの集計しえた結果ととくに異なるところはない．

 3）治療について

 白血病の予後を左右する因子として，発症時の白血

球が多いものほど，その予後は不良である1・48・49）とさ

れており，また白血球の多いものほど髄外浸潤の例が

多い5e）．中枢神経系への浸潤再発が，本症では最も生

存率に影響するといわれてきたが7・14・51・52），Stoffel et

aL15）は，睾丸浸潤も血液学的寛解を延長するのに，大

きな障害となると報告している。

 睾丸浸潤に対しては，化学療法，放射線照射，除睾

術の3者が，主たるものである．化学療法については，

blood gonad barrierのためにじゅうぶんな薬剤効果

が期待できない10・14・31），あるいは，睾丸自体の温度の

特異性のために，薬剤の活性がえられない4・53・54），な

ど化学療法単独では，じゅうぶんな効果をえにくいと

考える．放射線照射については，その線量については，

定説はないが14・31・49・52），いちおう1000～1200rad以

上の照射により，縮小するといわれているが，早晩骨

髄での再燃を余儀なくされる14）．本例は，Haggar et

al．56）の除睾術に加えて，対側睾丸への放射線照射とい

う方法を用いた．Pinkel et al．5）によれば，2000～

2500radの大量照射を提唱しており，本症の予後不

良のことも考えあわせて，性成熟，その他の問題はあ

るとしても，除睾術と大量放射線照射の併用が，現時

点では，効果の期待できる治療法と思う．

結 語

 小児血白病の睾丸浸潤のi例を報告するとともに，

本邦における報告例を集計し検討を加えた．小児白血

病の予後の改善とともに，こんご睾丸浸潤例の報告も

増すと思われ，主として治療法について若干の文献的

考察をおこなった・

稿を終えるにあたり，園田孝夫教授にご校閲を感謝する，
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