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Fig. 1. Contrast computed tomography showed
enlarged left testis with the contrast effect.
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A 68-year-old man with swelling of his left testis was referred to our hospital. There was no history of

hematologic disease. The diameter of the testicular mass was 40 mm. We performed a left orchiectomy.

Histopathologic examination revealed diffuse infiltration of immature neoplastic cells with a high nuclear-

cytoplasmic ratio. Immunohistochemical analysis revealed that cells were positive for myeloperoxidase,

while T-cell and B-cell markers were negative. There was no evidence of leukemia cells in peripheral blood

or in bone marrow. The tumor was diagnosed as a testicular isolated myeloid sarcoma. Eleven months

after the orchiectomy, enlargement of the para-aortic lymph node occurred. There was no evidence of

leukemia cells in the peripheral blood or bone marrow. The patient is undergoing chemotherapy for

recurrence of myeloid sarcoma. Myeloid sarcoma is an extramedullary tumor composed of immature

myeloid cells. Myeloid sarcoma primarily involving the testis is rare. However, it is important to consider

it as a differential diagnosis because it has a poor prognosis.

(Hinyokika Kiyo 64 : 459-463, 2018 DOI : 10.14989/ActaUrolJap_64_11_459)
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緒 言

骨髄肉腫は，骨髄性白血病細胞が髄外臓器で腫瘤を

形成する疾患である．好発部位として皮膚，骨，リン

パ節などが挙げられるが1)，精巣原発は稀である．今

回，われわれは精巣原発骨髄肉腫の 1例を経験したの

で文献的考察を加えて報告する．

症 例

患 者 : 68歳，男性

主 訴 : 左陰嚢腫大

既往歴 : 高尿酸血症，緑内障

現病歴 : 1カ月前より徐々に増大する左陰嚢を自覚

し当院受診．超音波検査にて左陰嚢内に約 40 mm 大

の内部不整な充実性腫瘤を認め，精査加療目的に入院

となった．

初診時現症 : 身長 159 cm，体重 55.7 kg

左陰嚢内に約 40 mm 大の腫瘤を認めた．

初診時の末梢血，生化学検査で異常を認めず，芽球

も認めなかった．精巣腫瘍マーカーは，AFP 6.44 ng/

ml，HCG-β ＜0.1 ng/ml，LDH 203 IU/l，と上昇を認

めなかった．胸腹骨盤部造影 CT にて，造影効果を伴

う腫大した精巣を認めた（Fig. 1）．リンパ節転移や遠

隔転移は認めなかった．以上より，左精巣腫瘍に対し

て左高位精巣摘除術を施行した．

摘出標本は 40 mm 大，弾性硬で，精巣上体から精

巣を一塊とするように浸潤する腫瘍を認めた．病理組

織学的所見は，N/C 比の高い中型の腫瘍細胞が充実

性に増殖していた（Fig. 2A）．腫瘍細胞の核は変形が

強く，大小不同も目立ち核分裂像を少数認めた．免疫

染 色 で，胚 細 胞 系 抗 体（PLAP，AFP，CEA，β -

hCG，CD30）は陰性であったが，ミエロペルオキシ
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Fig. 2. (A) Histopathological findings of the left testicular specimen. Tumor cells with a high nuclear-
cytoplasmic ratio are observed. These cells invaded diffusely (Hematoxylin-Eosin stain, ×400). (B)
Myeloperoxidase stain finding was diffusely positive (Myeloperoxidase stain, ×400). (C) CD3 stain
finding was negative (CD3 stain, ×200). (D) CD20 stain finding was negative (CD20 stain, ×200).

ダーゼ（MPO）が陽性となったため（Fig. 2B），精巣

原発の骨髄肉腫の診断となった．なお，T細胞， B細

胞マーカーである CD3，CD20 はいずれも陰性で

あった（Fig. 2C，D）．

術後経過 : 血液内科にて骨髄生検を施行するも，芽

球を認めず急性骨髄性白血病の診断には至らなかっ

た．CT にて画像フォローとなっていたが，術後 8 カ

月後，初診時は認めていなかった傍大動脈リンパ節の

腫大を認めた（Fig. 3A，B）．術後11カ月の CT にて

同部位のリンパ節が急速に増大したため（Fig. 3C），

再度骨髄生検を施行したが，芽球を認めず急性骨髄性

白血病の診断には至らなかった．また，リンパ節の尿

管壁外圧排による左水腎症を認め，尿管ステントを挿

入した．なお，傍大動脈リンパ節の生検も検討した

が，大血管に近くリスクを伴うため回避する方針とし

た．急性骨髄性白血病を伴わない骨髄肉腫の再発と診

断し，化学療法を導入した．骨髄肉腫に対する標準的

治療は確立されていないため，急性骨髄性白血病の治

療に準じて，急性骨髄性白血病の標準的寛解導入療法

である IDR-AraC 療法（イダルビシン＋シタラビン）

を施行した．化学療法導入 1 カ月後現在，CT にて，

リンパ節は有意に縮小している（Fig. 3D）．今後も，

CT 上完全寛解が得られるまで化学療法継続予定であ

る．

考 察

骨髄肉腫は，骨髄性白血病細胞が髄外臓器で腫瘤を

形成する疾患である2)．好発部位として皮膚，骨，リ

ンパ節などがあげられる．全身どの場所にも発症する

可能性があるが，精巣を原発とするものは稀であ

る1,3)．骨髄肉腫の診断には，病理組織診断，免疫染

色 が 必 須 で あ る．CD13，CD14，CD33，CD64，

CD68，CD117 などの顆粒球系マーカーが陽性となる

が，MPO が感度，特異度共に高く最も有用とされて

いる2)．骨髄肉腫の多くは骨髄増殖性腫瘍，主に急性

骨髄性白血病と同時，もしくは急性骨髄性白血病の再

発として，本来骨髄内で増殖する骨髄性の白血病細胞

が，骨髄外で増殖することで発症する4)．全体で急性
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Fig. 3. Computed tomography shows swelling of a para-aortic lymph node. (A) At the initial diagnosis. (B) At
8 months from initial diagnosis. (C) At 11 months from initial diagnosis. (D) At 1 month after
chemotherapy.

骨髄性白血病の 2∼ 8％に発症するとされている5)．

また，稀であり頻度は不明だが，骨髄肉腫が急性骨髄

性白血病に先行して発症することがある6)．本症例は

精巣原発性骨髄肉腫であり，急性骨髄性白血病に先行

するパターンであった．原発性の骨髄肉腫は，0.5∼

24カ月で急性骨髄性白血病を発症し，急性骨髄性白血

病発症後の平均生存期間は 6∼14カ月と報告されてお

り7)，予後不良の疾患である8)．また，本症例は，急

性骨髄性白血病の合併なく骨髄肉腫のみ再発した．同

じように，原発性の骨髄肉腫で，骨髄肉腫のみ再発し

た報告は，本症例のほかに認めなかった．

原発性の骨髄肉腫は急性骨髄性白血病発症の予防目

的に治療を行う．治療としては，手術，放射線療法な

どの局所療法，化学療法，それらを併用する集学的治

療が行われている9)．Yamauchi ら9)は，原発性の骨髄

肉腫に対して手術，放射線治療の局所療法のみ施行し

た群と化学療法を施行した群とで急性骨髄性白血病発

症までの期間を比較している．それぞれ急性骨髄性白

血病発症までの期間の中央値は 6，12カ月であり，後

者で有意に延長した．また，化学療法施行例では約

20％で急性骨髄性白血病を発症していないと報告して

いる．なお，化学療法は急性骨髄性白血病に準じたも

のが施行されるが，それに加えて造血幹細胞移植も有

用とする報告もある10)．また，同様に局所療法に加

えて化学療法を行うことで急性骨髄性白血病の発症を

遅らせる可能性を示唆する報告が散見されてお

り11,12)，原発性の骨髄肉腫の治療として，局所治療

に加えて化学療法を施行する有用性が示唆される．

今回のわれわれの症例と同様に，精巣原発骨髄肉腫

は国内外で自験例を含めて 11例の報告があった

（Table 1)4,9,13~19)．年齢の中央値は44（24∼68）歳で

あった．観察期間の中央値は12カ月（ 1∼144カ月）

であった．すべての症例で高位精巣摘除術を施行され

ていた．術後，急性骨髄性白血病発症前に， 5 例

（45.5％）で化学療法を施行されていた．化学療法あ

り群，なし群で分け急性骨髄性白血病の発症頻度を比

較すると，それぞれ 1 例（20％）， 2 例（33.3％）で

あった．今回われわれが検討した精巣原発骨髄肉腫で

も，化学療法が急性骨髄性白血病の発症を予防する可

能性が示唆された．
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Table 1. Summary of reported isolated myeloid sarcoma in the testis

Auther Age Treatment Evolve to AML (month) Observation period (month)

Our case 66 Orchiectomy＋chemotherapy None 11

Jose R Valbuena 24 Orchiectomy None 1

Yamauchi 64 Orchiectomy 2 3

Economopoulos 44 Orchiectomy 21 36

J Constantinou 33 Orchiectomy None 84

Chiou SY 58 Orchiectomy None 17

Tsitouridis I 43 Orchiectomy None 12

Jose R Valbuena 27 Orchiectomy＋chemotherapy None 16

Kawashima 68 Orchiectomy＋chemotherapy 8 8

SE Eggener 37 Orchiectomy＋chemotherapy＋radiation None 6

Ferry 48 Orchiectomy＋chemotherapy＋radiation None 144

本症例では，急性骨髄性白血病は発症していない

が，臨床的な骨髄肉腫の再発を認めたため化学療法を

導入した．再発部位は，精巣腫瘍の転移好発部位であ

る傍大動脈リンパ節であった．今回調べえた限りで

は，同様の経過を辿った報告はなく，再発部位が精巣

腫瘍と類似した経過であったことに，関連性があるか

は不明である．先に挙げたように，急性骨髄性白血病

発症前の化学療法を推奨する報告は多く，われわれの

精巣原発骨髄肉腫の検討においても，急性骨髄性白血

病の発症を予防する傾向にあった．本症例において

も，化学療法の導入により，急性骨髄性白血病の発症

を予防できる可能性がある．

精巣原発骨髄肉腫は非常に稀であるが，原発性の骨

髄肉腫は急性骨髄性白血病を発症する可能性があり，

かつ予後不良の疾患である．そのため，急性骨髄性白

血病を発症していなくとも注意深い経過観察が必要で

ある．
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