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We present a case of unclassified sex cord-stromal testicular tumor with lung metastasis. A 48-year-old

man consulted our hospital for left testicular enlargement that began 3 years ago. Computed tomography

revealed a heterogeneously enhanced left testicular tumor 11 cm in diameter and a 5 mm metastatic lung

tumor. The human chorionic gonadotropin (hCG) level was elevated (141.6 mU/ml), whereas the levels of

α-fetoprotein (AFP) and LDH were normal. The external genitalia were normal and gynecomastia was not

observed. Left high orchiectomy followed by 3 cycles of BEP chemotherapy (bleomycin, etoposide, and

cisplatin) every 4 weeks was performed. The pathology of the excised specimen was unclassified sex cord-

stromal testicular tumor containing hCG-positive cells. On immunohistochemistry, the tumor cells were

partly positive for AE1/AE3, hCG, and calretinin. Vimentin was diffusely positive, but OCT3/4, SALL4,

GATA3, and CK7 were negative. After BEP treatment, the metastatic lung lesion disappeared.

Unclassified sex cord-stromal testicular tumor is a rare disease and its treatment has not been established.

Thus, further accumulation of cases is needed.

(Hinyokika Kiyo 65 : 347-350, 2019 DOI : 10.14989/ActaUrolJap_65_8_347)
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緒 言

精巣腫瘍の病理学的分類には WHO 分類が広く用

いられ，主に胚細胞腫瘍，性索間質性腫瘍に大別され

る1)．精巣腫瘍の大多数は胚細胞腫瘍であり，性索間

質性精巣腫瘍は頻度が低く，精巣腫瘍の中で約 6％を

占めるに過ぎない2)．性索間質性精巣腫瘍の中では単

一型の組織よりなる Leydig 細胞腫瘍や Sertoli 細胞腫

瘍の割合が高いが，複数の組織成分を合わせ持つ混合

型や分類不能型性索間質性腫瘍も存在し，これらの腫

瘍の本邦報告例は非常に稀である．今回われわれは肺

転移を伴う精巣腫瘍に対し高位精巣摘出術を行い，摘

出検体の病理所見より分類不能型性索間質性腫瘍と診

断された症例を経験したので，若干の文献的考察を交

えて報告する．

症 例

現病歴 : 症例は48歳，男性．主訴は左陰嚢内の無痛

性腫大．受診 3年前から左陰嚢の無痛性腫大に気づく

も，放置していた．受診 2カ月前から急速に増大した

ため泌尿器科クリニックを受診し，精巣腫瘍が疑われ

精査目的で当科紹介となった．

既往歴 : 40歳時から高血圧．喫煙歴 : 50本/日を25

年間．

初診時現症 : 身長 168.0 cm，体重 70.6 kg，体温

37.3°C，血圧 166/100 mmHg．胸腹部に異常所見な

し．左陰嚢内容は小児頭大に腫大，圧痛・熱感はな

く，平滑，弾性硬であった．また陰嚢表面に静脈怒張

を認めた．鼠径部を含め，体表に明らかなリンパ節腫

大は触知しなかった．右精巣は正常であり，また尿道

下裂，停留精巣といった外性器の異常や女性化乳房は

認めなかった．

初診時検査所見 : 血算，一般生化学には特記すべき

異常所見を認めなかった．腫瘍マーカーは AFP 2.8

ng/ml（基準値 13.4 ng/ml 未満），LDH 157 U/l（基

準値 106∼220 U/l），血清 HCG 141.6 mlU/ml（基準

値 5.0 mlU/ml 以下）と，血清 HCG 値の上昇を認め

た．画像所見としては，胸部X線写真は異常所見な

し．胸腹部造影 CT では左精巣に不均一な濃染を示す

11 cm 大の腫瘤を認め，精巣腫瘍の所見であり，左精

索浸潤も疑われた（Fig. 1）．さらに陰嚢壁の不正な肥

厚を認め，陰嚢壁浸潤が疑われた．腹部臓器，腹部リ
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Fig. 1. Abdominal enhanced computed tomog-
raphy. Left testicular tumor (arrow).
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Fig. 2. Chest computed tomography. A. metas-
tatic lung tumor (arrow). B. After BEP
treatment, the metastatic lung lesion disap-
peared (arrow).
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Fig. 3. Resected left testicular tumor.

ンパ節には明らかな転移を疑う所見を認めなかった．

胸部 CT では右肺上葉末梢に 5 mm 大の辺縁整，円形

の結節を認め，肺転移の診断であった（Fig. 2A）．

治療経過 : 肺転移を伴う精巣腫瘍の診断にて，手術

目的に入院となった．臨床病期分類は cT4N0M1a で

あった．左高位精巣腫瘍摘出術を施行し，総重量 362

g，15.0×12.8×6.2 cm 大の左精巣腫瘤と 6.8 cm 長

の精索，および左精索周囲リンパ節を摘出した（Fig.

3）．精巣腫瘍は炎症性に周囲に癒着しており，陰嚢か

らの剥離に難渋した．肉眼的には腫瘍割面は淡黄色，

充実性であり，内部に壊死を伴っていた．左精索周囲

リンパ節に転移は認めなかった．術後経過に特記すべ

きことなく，術後 5日目に退院となった．術後15日目

の採血では血清 HCG は 1.5 mlU/ml に低下してい

た．術後16日目に再入院し，BEP 化学療法（bleo-

mycin 30 mg/m2 day 1，8，15 etoposide 100 mg/m2 day

1∼5 cisplatin 20 mg/m2 day 1∼5）を開始した．BEP

化学療法は 4 週ごとに計 3 コースを施行した．BEP

化学療法終了後 7日目の胸部 CT では肺転移は消失し

ていた（Fig. 2B）．手術 6カ月後に施行された胸腹部

CT 検査では，腫瘍の再発を認めなかった．

病理所見 : 紡錘形を主体とする異型細胞が広範な壊

死や核分裂像を伴って増殖していた．一部で胞巣状増

殖をみるが殆どは特定の構造を構成することなく増殖

しており，非常に分化度の低い腫瘍であると考えられ

た．組織免疫染色では腫瘍細胞は一部 AE1/AE3 陽

性，一部 hCG 陽性，vimentin 陽性であった．一方で

OCT3/4 陰 性，SALL4 陰 性，glypican 3 陰 性，

GATA3 陰性，CK7 陰性であり，hCG 陽性ではある

ものの胚細胞腫瘍成分を含むとは診断できなかった．

また，非腫瘍部の精細管内には germ cell neoplasia in

situ 成分は確認できなかった．一方で，一部で紡錘形

細胞に calretinin が発現しており，性索/性腺間質の成

分が関与していると思われた3~5)．以上からこの症例

の精巣腫瘍は hCG 陽性の細胞を含む分類不能型性索

間質性腫瘍と病理診断された（Fig. 4）．また，精巣胚

細胞腫瘍の分類に準拠すれば，病理学的病期分類は

pT1N0M1 であった．

考 察

WHO 分類では一部に組織学的に胚細胞および性
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Fig. 4. Microscopic appearance of the resected tumor. HE : Hematoxylin-Eosin staining. AE1/AE3 : staining
with cytokeratin antibody cocktail AE1/AE3. AE1 stains CK10/12/14/15/16/19, while AE3 stains
CK1/3/4/5/6/7/8 and identifies epithelial cells. hCG : human chorionic gonadotropin. Vimentin :
Expressed in various non-epithelial cells, especially mesenchymal cells. Calretinin : Expressed in germ
cell-sex cord stromal tumor.

索/性腺間質細胞成分の両方を持つ分類がある．その

ような精巣腫瘍には2004年に発行された WHO 分類

第 3版では性腺芽腫（gonadoblastoma）と分類不能胚

細胞・性索/性腺間質混合型腫瘍（mixed germ cell-sex

cord/gonadal stromal tumors，unclassified : MGC-SCST）

が記載されていた6)．性腺芽腫はY染色体を有する低

形成性腺に発生し，患者は性分化異常を有するが，分

類不能胚細胞・性索/性腺間質混合型腫瘍は正常男性

に発生する7,8)．2016年に発行された WHO 分類第 4

版においては精巣 MGC-SCST は分類の根拠不十分と

いう理由で削除された1)．胚細胞腫瘍と性索/性腺間

質腫瘍が併存している精巣腫瘍の症例は本邦でも複数

報告されている9,10)が，精巣 MGC-SCST という診断

が報告された症例は 1例のみである11)．
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本精巣腫瘍症例は組織免疫染色で hCG 陽性，血清

hCG 高値であり胚細胞腫瘍成分の関連も考えられた．

しかしながら組織学的に OCT3/4 陰性，SALL4 陰

性，GATA3 陰性，CK7 陰性であり，胚細胞腫瘍成分

は含まないと判断した．

一方で本精巣腫瘍では一部の腫瘍細胞に calretinin

が発現しており，性索/性腺間質の成分が関与してい

ると思われた．紡錘形を主体とする異型細胞が特定の

構造を構成することなく増殖していて単一型と診断す

るのは困難であり，分類不能型性索間質性精巣腫瘍と

診断した．本邦においては分類不能型性索間質性精巣

腫瘍の報告例は検索する限り見られない．本症例では

精巣腫瘍に hCG 陽性細胞を認めたが，性索間質性精

巣腫瘍において hCG 発現が腫瘍細胞に組織学的に検

出された症例や血清 hCG が上昇していた症例は，文

献を検索する限り世界的にも報告例は認められない．

一般に性索間質性精巣腫瘍の15％が悪性とされてい

る12)．本症例においては肺転移を認めており，悪性

腫瘍であったと考えられる．良性性索間質性精巣腫瘍

の治療は高位精巣摘除術が基本であり，予後は良好で

ある．一方で悪性，再発例では後腹膜リンパ節郭清や

放射線治療，化学療法が行われているが，十分な治療

効果が得られていない12,13)．分類不能型性索間質性

精巣腫瘍に関しても BEP 化学療法が奏功した例は報

告されているが14)，症例報告数がきわめて少ないた

め適切な治療は確立されていない．本症例の肺転移巣

は BEP 化学療法によって完全に消失しており，肺転

移巣の病理所見は検討されていないものの hCG 陽性

腫瘍細胞が転移巣を形成していたことも考えられる．

分類不能型性索間質性腫瘍はまだ症例報告数の少ない

疾患であり，最も効果的な治療法を確立するためには

今後のデータ集積が必要であろう．

結 語

肺転移を伴う精巣腫瘍に対し高位精巣摘出術を行

い，hCG 陽性の細胞を含む分類不能型性索間質性腫

瘍と診断された症例を経験したので，若干の文献的考

察を交えて報告した．
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