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   Y. H., aged 25, was hospitalized because of the absence of the right testicle. On examina-

tion the right testicle and epididymis were not palpated. No hernia could be found on this 

side. The left testicle was in the scrotum and normal in size. He was of average development 

and showed no other abnormality. On operation the testis could be found neither in the inguinal 

canal nor in the retroperitoneal space. However, the vas found to be ending blindly in about 

middle of the inguinal canal, and the characteristic leash of spermatic vessels ran to this blind 

end. 

   This case was the 21 st reported one in Japan and statistical review was briefly made.

1.緒 言

泌尿生殖器系 の奇形 は他の臓器の それ と比 べ

て比較的多 い とされ ているが,先 天性単睾丸症

は極 めて稀 な疾患 で,本 邦 では僅か20例 の報告

があ るのみ である.こ こに我 々は25才 の右側睾

丸お よび副睾丸 欠損 例を経験 した ので文献 的考

察を加 えて報告 す る.

2.症 例

患者:橋 ○菓,25才,男.

初診:昭 和40年12月7日

主訴=右 側陰嚢内容欠如

家族歴,既 往歴;特 記すべきものなし.

現病歴;生 来右陰嚢内容欠如に気付いていたが,何

ら自覚症状もないので放置していた.

現症:体 格,栄 養中等度.胸 腹部は打 ・聴 ・触診上

異常を認めない,外 性器 ・陰毛の発育は正常で,左 陰

嚢内容は正副睾丸および精管共に触診上異常なく,右

陰嚢内容は全 く欠如し,鼠 径部にてもそれらしきもの

を触れず,ヘ ルニアも認めない.前 立腺は触診上正常

で異常は認められない.

検査成績:血 圧,赤 沈,心 電図正常.一 般血液検

査,血 清電解質 および 肝機能検査はすべて正常であ

る.腎 機能においても,PSP試 験正常で,排 泄性腎

孟撮影豫でも両側ともに排泄良好で,上 部尿路の奇形

は認められない.

内分泌学的検査=尿 中17KS3日 間連続測定8.45

～14.5mg/d1(平 均12.3mg/dl).尿 中170HCS遊 離型

1.20mg/day,全 量26.5mg/day.尿 中Gonadotropin

12m.u.u./day,

以上 の所見より右停留睾丸の診断のもとに手術を施

行した.

手術所見:腰 椎麻酔のもとに,回 盲部 より右鼠径部

に至る労腹直筋切開にて腹壁を開き,後 腹膜腔に達す

るに略々正常走行の精管が血管を伴って内鼠径輪に達

し,鼠 径管内を追求するに鼠径管の略々中央部にて盲

端となって終ってお り,血 管はこの部で密集して嚢状

塊(所 謂1eashあ るいはcluster)の 状態を呈 し,そ

の下端は索状の結合織となって陰糞内起始部に達して

いた(図1).以 上の精管走行の周囲には睾丸,副 睾

丸らしきものは発見出来ず,さ らに上部の後腹膜腔を

精査したが,や はりそれらしき組織は見出せず,精 管

・睾丸血管を含めて盲端部組織を摘除し(図2) ,創
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を一次的に閉鎖した.最 後に念のために対側の睾丸生

検および精嚢造影を行なったが,精 嚢は両側とも異常

を認めなか った(図3).

病理組織学的所見=右 精管盲端部周囲組織は小血管

に富む結合織を認めるのみで,睾 丸 ・副睾丸らしき組

織は認められなかった(図4).精 管そのものは 正常

の組織所見を呈していた。なお対側睾丸組織は正常で

あつた.

3.考 按

先天性の睾丸欠損症には一側並に両側の欠損

があり,正 確には睾丸が両側共に完全に欠如し

た場合を睾丸欠損症といい,偏 側睾丸の欠損の

場合に単睾丸症として命名されるべ き で あ る

が,広 義の意味において単睾丸症も睾丸欠損症

として取扱っているものもある11)

頻 度

1564年Cabra12)が 剖検例にて両側睾丸欠損

の第1例 を報告して以来,欧 米においては比較

的多 くの報告があり,Campbe113}は10,712例

の小児剖検例中,偏 側欠損8例,両 側欠損26例

を報告 し,Gross6)は 睾 丸に何 らかの 異常 のあ

る少年933例 中,偏 側欠損24例 を報告 してい る.

入 沢等le}は ユ963年 までに欧米 の両 側欠損53例,

偏 側欠損91例 の報告 を蒐集 してい る.

一 方 本邦 にお いては小林16,の 第1例 以来両側

欠損2例,偏 側欠損20例 にす ぎない.

単 睾 丸症 にお いて左右 の出現率 を み る に,

Gross6}は24例 中 左18例,右6例,Counsellar4}

は7例 中左4例,右3例,Campbel13〕 は8例

中左4例,右4例,Pearman22)は4例 中左3

例,右1例 と報告 し,Williams3i}は 左側 の方

が右側 よ り2倍 多 い と述 べてい る.本 邦におい

ては 自験例 を含 めて記載 の明 らかな もの20例 に

ついてみ る と,左 側14例,右 側6例 で,左 側に

多 く認め られた.本 症 のみ ならず,urogenital

ridgeに 起原 す る異常が,左 側 に多 く発す ると

い う傾向は興味 ある事実 であ ると思われ る,

合 併 症

表 に示 す ごと く本邦例 にては,副 睾丸 では欠

損7例,発 育 不全4例 で,嚢 胞形成を1例 に認

本 邦 症 例 お よ び 合 併 症

報 告 者

L小 林

2.堀 尾 他

3.田 沼

4.栗 栖 ・中 島

5.其 斤波 ・iJ、西

6.石 山 ・熊 本

7.市 川 他

8.

9.志

IO.

〃

〃

田

11.片 山 ・石 川

12.勝

13.斯

14.

15.勝

16.森

17.入

18.

19.

20.鳥

21.自

目

波

〃

目

田

沢 他

〃

〃

居 他

験 例

年次

昭14

18

25

31

〃

34

36

〃

36

〃

37

〃

〃

〃

〃

〃

38

〃

〃

39

41

年令

27

24

46

30

20

10

正0

17

3

24

33

20

4

16

28

52

21

20

39

26

25

欠損側

左

左

左

左

左

右

右

左

左

左

右

左

左

左

右

左

左

左

右

右

醒署 燕

十

発育 不全

発育 不全

発 育 不全

高度発育不全

嚢 胞形 成

十

十

十

精 管
の 有 無

発 育 不全

十

十

十

十

十

十

十

十

十

十

十

十

十

十

十

十

対 側
の 寒 丸

正

正

正

正

正

正

正

常

常

常

常

常

常

常

腹部 停 留

正 常

正 常

正 常

正 常

外陰部

正 常

正 常

正 常

正 常

正 常

正 常

正 常

正 常

正 常

正 常

正 常

そ の 他

右 腎発 育 不 全,左 精
{ 嚢欠損(?),斜 頸

斜

斜

頸

頸

左鼠径ヘルニア

+:存 在 一:欠 損



蛭 多 高 山 単 睾 丸 症 例

めた。精管 では欠如す るものは1例 もな く,た

だ,発 育不全1例 を認めた のみ であ り,外 陰部

に異常 を認 めた もの も全 くなかった.そ の他 の

臓器 に異常 を合併 したのは堀尾等η の報告 した

右腎発育不全,左 精嚢 欠損(?),斜 頸 を有 した1

例 のみ であるが,た だ この例 も含 めて3例 に斜

頸を 合併 してい るのは 興味 ある ことと思 われ

る.こ の他,鼠 径 ヘル ニアの合併 について欧 米

ではCounsellar4)は7例 中1例,Tibbs28}は

8例 中1例,Pearman22}は4例 中1例 に認め,

Rea2s}の6例 全 例 に 認 めた とい う 報告 もあ る

が,本 邦 においては入沢等1。}の1例 の報告を み

るのみであ る.

次 いで対 側睾丸につ いてであ るが,極 度 に萎

縮して両 側睾丸欠損症 と同様 な類宙官症状 を呈

すこともあ り得 るが,大 抵 は正 常に発育 し,内

分泌学的異 常を認め ないのが普 通で,実 際 に本

邦にては腹部停留1例 を認 めた のみ で,他 はす

べて略 々正常 と記載 され てい る.本 症例 で も組

織学的に正常 の造精過程 お よび間細胞像 を呈 し

ていた.

病 因

種 々論ぜ られ てはい るが,未 だ解 明 されてい

ないのが現状 であ る.近 年 性腺 お よび性 器の発

生異常 に関す る研究 が色 々 となされ,従 来単 に

先天性異常 として考 え られ てい た本疾患 を発生

病理学的 な立場か ら改 めて見返 され,系 統 的な

性腺発生異常 の一現象 として考察 され るように

なってきた.そ こで,本 症 を理解す る上 に正常

の性腺性器発生過程 を知 ってお く必要 が あると

思われ るので略述 す ると,ま ず性腺 はurogen-

italridgeよ り増 殖隆起 してきたgenitalridge

か ら発生す るが,男 子 においては,こ のgenital

ridgeの 細 胞 は2群 に分 れ,外 層をsecondary

sexcord,cortexと い い,後 に 睾丸 白膜 とな

り,内 層 はprimarysexcord,medullaと い

い,盛 んに 増 殖発育 して 内腔を 有 す る 管 とな

り,後 に睾丸 実質 であ る精 細管 とな る.こ の睾

丸 より 分泌 され る と 言われ る 所 謂testicular

morphogenicsecretion力 姓 器分化 の方 向を決

定づけ る と言 う.こ のホル モソはMelicow&

Uson2e}に よ る と;1.睾 丸 下降 の助長2.睾 丸
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固有 膜の発育促進3.Wolff氏 管 系発育促進

4.Mttller氏 管 系 発育抑制 とい う作用 があ り,

結 局 男子 ではWolff氏 管 のみが 発達 し男子性

器 を作 り,MUIIer氏 管 は 退化消失 してい くの

であ る.

従 ってtesticularmorphogenichormoneを

分 泌す る睾丸 が以後の性分化の方 向を決定 づけ

るすべ ての鍵 をに ぎることとな り,こ の睾丸 の

種 々の障害 に より,そ の分泌に異常 を起 せば,

当 然性器分化 に異常を来す こ とが考 え られ,そ

の睾丸障 害の 発生時期や 障害 の 程度 な どに よ

り,種 々な型 の性器異常が発現す る可能性 があ

る.

こ こに本症を考 えるに,副 睾丸,精 管 あ るい

は精 嚢をすべて欠損す る例は な く,い ずれ一 つ

かは残存 してい ることか ら考 える と,testicular

morphogenicsecretionが 起 った後 に生 じた,

つ まり,睾 丸が分化 した後に生 じた もの と考 え

られ,そ の後何 らかの原因にて睾丸組織 が退化

消失 した もの とい えよう.こ の原因 は不 明であ

るが,Melicow&Uson20}は 血 管性 の 変化或

は特異的 なvirusに よ るので はない か といっ

てお り,Tibbs28)は 睾 丸血管 の梗塞 に よるので

はないか と述べ,Marbleig〕 は流行性耳下腺炎,

梅 毒 な どの系統的疾患 あ るいは循環 障害 な どに

よると述べ ている.Counsellar4}も 先 天 性 梅

毒,流 行性耳下腺炎 の例を報告 し,睾 丸発育障

害 の一 因子 になるのではないか といってい る.

しか し,性 細胞 の先天 性に欠除 した場合 もある

との記載 も見 られ る11).

診 断

一般 に本症 は停 留睾 丸の診断の もとに手術 さ

れ,初 めて 確定診断 のつ く場合 が 大部分 であ

る.診 断 にあたっては,睾 丸を看過 した のでは

ないか とい うことが常 に問題 とな り,停 留睾丸

よ りの癌発生率 が高い とい う点 よ り慎重 を きす

もので ある.

発 生学上睾 丸 と副性器 とは密接 な関係 にある

とい うことを考 える と,睾 丸 あるいは副睾丸 の

みが精管 よ り離れ てきわ めて遠位 に位置 す ると

い うことは考え難いが(Counsellar4)),し か し

睾 丸 と副睾丸が何 らかの原 因で分離 す ることも
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ごく稀 に認 められ る ことで,事 実Badenochi}は

42例 の 停留睾丸中3例 に,Lazarus&Marksis}

は1例 に副睾丸 あるいは精管 が略 々正常位 置に

認 め られ るに拘 らず,睾 丸のみが腹腔内に見 出

された例を報告 してい る.し か しこの ような場

合 でも,Badenochnに よ ると 両者間の 距離は

同一手術野 内で見出 され る範 囲だ としてお り,

Felix5〕 は 内鼠径輪附近 にあ るのが 普通だ とい

っている.実 際 に今 までの例 では常に内鼠径輪

の近 くで見出 されてい る.

従 って 診断にあた っては まず 精管 を 見出 し

(単 睾 丸症 にて精管 を欠損 した ものは1例 もな

か った),こ れに沿 って 追求 し,内 鼠径輪附近

を中心 に探 して睾 丸を発見出来ない場 合は睾丸

欠損 と考 えて よい と 思 う.し か しWolff氏 管

系 の 完全 欠損 のような 場合 は 事情 は 異な り,

Whitehorn30}の 報 告に もあ るごと く,睾 丸 の

restをGerotaの 筋 膜 中に見 出 した例 もある.

Pearman22)は 精 管 が存在 しない 場 合で も,

睾 丸動 静脈 のみ認め,睾 丸を見 出せ ない場合 は,

他 の部 に睾 丸は 殆 ん ど 存在 し 得 ない と述 べ,

Tibbs28)は 精 管 の盲 端部 を認 め,こ こに睾丸動

静脈 の特徴 的なleashを 見 出せば 睾 丸欠損は

殆 ん ど確実 だ としてい る.本 症例では この特徴

的な状 態を呈 していた.

4.結 語

われわれ右陰嚢内容欠如を主訴 として来院し

た25才 男子に,試 験開腹により右睾丸欠損を確

認 し,症 例を報告するとともに,統 計的文献的

考察を加えた.

本症例の要旨は第37回 日本泌尿器科学会関西地方会

において報告した.

(稿を終るにあた り恩師稲田務教授,酒 徳治三郎助

教授の御指導御校閲に深謝致します,)
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第1図 右精管は鼠径管中央部にて盲端に終 り,

精系動静脈はleashの 状態を呈している.
第3図 精褒撮影像。
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第2図 盲端に終る精管(矢 印)と 精系血管.
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第4図 精管盲端部周辺組織像(HE染 色)




