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   A case of postpartum spontaneous rupture of angiomyolipoma in a 27-year-old woman with the 

chief complaints of right flank pain and fever was reported. Physical examinations revealed an infant-

head sized, hard elastic mass with a smooth surface in the right flank. Laboratory studies showed 
a decrease of Hb to 9.0 g/dl and  Ht to 26.5%, and elevated LDH (2914  IU/1). Angiomyolipoma 

was suspected with ultrasonography, CT scan and angiography. Transperitoneal right nephrectomy 

was performed. The right kidney and tumor weighed 1,870 g. Pathological diagnosis also confirmed 

angiomyolipoma of the kidney. Discussion of the case and  u brief review of the literature on spon-

taneous rupture of angiomyolipoma in the intra- and postpartum are made. 

Key words: Renal angiomyolipoma, Postpartum spontaneous rupture

は じ め に

腎血管筋脂肪腫は,近 年,CTscan・ 超音波検査な

どの診断手段の向上に より報告例が増加している.ま

た術前診断がつけられ,腎 部分切除術,腎 血管塞栓術

あるいは生検にとどめるというように,可 能な限り腎

保存を目的とした治療が施行された症例も増加してい

る.ま た,本 疾患は易出血性であることも知 られてい

る.わ れわれは,出 産後自然破裂をきたした腎血管筋

脂肪腫の1例 を経験したので報告する.

症 例

患者:27歳,女 性,主 婦

初診:1983年11月24日
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主訴:右 側腹部腫瘤,右 側腹部痛,発 熱

家族歴:父 脳卒中

既往歴=10歳 時に虫垂切除を受ける.

現病歴:今 回の妊娠(初 回妊娠)中 に,近 医にて妊

娠中毒症(血 圧160/go,蛋 白尿(+))と 診断されて

治療を受けていた.1983年11月9日,妊 娠37週5日 で

2,6009の 男児を出産 した.ll月17日 よ り39℃ 以上

の発熱があり,さ らに11月19日 頃から精神不穏状態と

なり,近 院精神科を受診 した.ll月22日 に 当院精神科

へ入院 し,ll月24日,右 側腹部腫瘤 ・発熱 ・右側腹部

痛の精査のため当科へ転科した.

当科入院時現症:身 長155cm,体 重57.2kg,体 温

39.2℃,脈 拍数140/分 整,血 圧140/62mmHg,眼

瞼結膜,貧 血様 ・黄疸なし,体 表 リンパ節触知せず.

胸部に理学的異常所見なし.腹 部;右 側腹部から勝部

にかけて腫瘤(小 児頭大,弾 性硬,表 面平滑,境 界明

瞭,圧 痛あ り,呼 吸性移動あ り)を 触知した.他 に異

常所見なし、

精神科入院時検査成績Tablelに 示 すように,

血沈の充進,GOT。GPTの 高値,LDHの 著 明な

高値が認められた.

TableL精 神科入院時検査成績

血 沈

30分 値

1時間値

2時間値

末梢血

赤血球数

ヘマ トクリッ ト

ヘモ グロ ビン

白血球 数

血小板 数

血液生化 学

総蛋 白

アルブミン

総 ビ リルビン

Al-P

GOT

GPT

LDH

コ リンエステラーゼ

LAP

γ一GTP

総 コ レステ ロール

中性 脂肪

Na

K

Cl

BUN

クレアチニン

58mm

110mm

140mm

465×104/mm3

45%

14.9g/dl

8,000/mm3

31.1×104/mm3

6.2g/dl

3.lg/di

O.3mg/dl

2341U/1

991u/1

1111U/1

3,2941U/l

O。34dpH

531U/1

271U/1

130mg/dl

202mg/dl

141mEq/1

4,8mEq/1

105mEq/1

6.7mg/dl

O。7mg/dl

当科 入 院 時 検 査 成 績:Table2に 示 す よ うに 貧 血,

血 沈 の 著 明 な充 進,白 血 球 増 多,GOT・GPTの 高

値,LDHの 著 明 な高 値(LDHisozymcの 検 索 で

は,LDHIの 上 昇 ・LDH3の 低 下 が 認 め られ た),

CRP6十,IAPの 著 明 な高 値,プ ロ トロン ビ ン時 間

の延 長,フ ィブ リ ノー ゲ ンの 高値,軽 度 の顕 微 鏡 的1血

尿 が 認 め られ た.

超 音 波 検 査:右 側 腹 部 の腫 瘤 は,前 後 径8cmで

辺 縁 は 平 滑 か つ 鮮 明 で あ った.内 部 に は 分 葉 状 の

echogenicmassを 認 め た(Fig.1.A).ま た,正 中

部 で は 腫瘤 に 接 して右 腎echoが 描 出 され た(Fig.

1B).

レ線 学 的 検 査:KUBで は,右 腰 筋 陰 影 の 消失 が

み られ た.IVPで は,右 腎 孟 像 の 正 中 へ の 偏位 ・圧

排 が 認 め られ た.左 腎に は と くに 異 常 を 認 め なか った

(Fig.2A).RPで も 右 腎孟 像 は や は り正 中 へ 偏 位 ・

圧 排 して お りそ れ に と もな い 右 上 部 尿 管 が偏 位 し てい

た(Fig.2B).腹 部 断 層 撮影 で は,種 瘤 に 一 致 した 透

過 性 の 充進 は あ きらか では なか った.腹 部CTscan

で は,右 腹 部 の肝 下 面 か ら 骨 盤 腔 に か け て,巨 大 な

多 房 性 の様 相 を 呈 す る,造 影 剤に よっ て ほ と ん ど

enhanceさ れ ない 腫 瘤 を 認 め た(Fig.3).腫 瘤 の 内

部 は不 均 一 で あ り,一 一部 は 一44Hounsfieldunit

と低 値 を 示 し,脂 肪 成 分 を 含 む こ とが 示 唆 され た.腫

瘤 に よ って右 腎 は 正 中 側 下 方 へ圧 排 され て お り,右 腎

と腫 瘤 との境 界 は 不 明 瞭 であ った.ま た,肝 下 面 に 接

して腫 瘤 の上 部 に 均 一一f:lowdensityareaが 存 在 し,

腫 瘤 か ら の 出血 が 疑 わ れ た(Fig.4).大 動 脈 造 影

で は,右 腎 動 脈 は 腫瘤 に よる右 腎 の正 中下 方 へ の偏 位

に よ り下 方 へ延 長 して い た.腫 瘤 は 比 較 的hyperva-

scularで あ った が,あ き らか なaneurysmaやonion

PeelaPPearanceな どは 認 め なか った(Fig.5).副

腎 機 能 検 査 ・副 腎 シ ンチ では,異 常 は 認 め られ な か っ

た.

以 上 よ り右 腎 のangiomyolipomaが 考 え られ た が,

liposarcomaな どの悪 性 腫 瘍 も否 定 しきれ な か った.

な お,眼 科 的 。皮 膚 科 的 お よび 精 神科 的 に,結 節性 硬

化 症 の所 見 は認 め られ なか った.

手 術所 見:1983年12月19日,経 腹膜 的 右 腎 全 摘 出 術

を 施 行 した.全 麻 下 で 経 腹 膜 的に 腹 膜 後腔 へ は い っ

た.右 腹 膜 後 腔 に は 多 量 の 凝血 塊 が み られ た 。 術 中 迅

速標 本 を提 出 し たが,確 定 診 断 が つか ず,右 腎 を 腫 瘤

と と もに 一 塊 に し て摘 出 した.リ ンパ節 のあ き らか な

腫 大 は認 め られ な か った.

摘 出標 本:腫 瘤 と右 腎 は 連続 して お り,腫 瘤 の表 面

は凝 血 に お おわ れ て い た.摘 出 腎 お よび 腫 瘤 の重 量 は



篠田 ・ほか:腎 血管筋脂肪腫 ・出産後 自然破裂 1029

Table2.当 科入院時検査成績

血沈

30分値

1時間値

2時間値

末梢血

赤血球数

ヘマ トクリット

ヘモグロビン

白血球数

好中球

リンパ球

単球

好酸球

好塩基球

血小板数

血液生化学

総蛋白

アルブミン

総ビリルビン

Al-P

GO丁

GPT

LDH

I

ll

皿

V

LAP

z「「

1T「

総コレステロール

Na

K

CI

Ca

P

65mm

145mm

測定不能

283×104/mm3

26.5%

9.09/dl

16100/mm3

89、7%

5.9%

2。8%

1.1%

0%

44×104/mm3

5.8g/dI

2.7g/dl

O.4mg/dl

2101U/1

601U/1

831U/1

29141U/1

40.8%

39.1%

9.6%

5.3%

4.9%

831U/1

2.8KU

O.5MU

108mg/dl

141mEq/1

4.1mEq/1

103mEq/1

3.5mEq/1

4.4mEq/1

BUN

ク レアチニ ン

尿酸

血 清鉄

UlBG

蛋白分画Alb.

α1G

α2G

βG

γG

A/G

血清学 免疫 学

CRP

lgG

lgA

lgM

C3

C4

cEA

lAP

腎機能検査

Ccr

PSP15分

120分

空腹時血糖値

プ ロ トロンビン時間

トロンボ テス ト

フィブ リノーゲン

尿検査(膀 胱尿)

pH

糖

蛋白

赤血 球

白血 球

尿培養E.coli

11.8mg/dl

O.8mg/dl

3、2mg/dl

11μ9/dl

141

5L9%

3.6%

10.7%

7.3%

26.5%

1.1

6十

1078.Omg/dl

173.2mg/di

167.3mg/dl

107.4mg/dl

39.9mg/dl

O.76ng/ml

2070μg/ml

K.pneumoniae

106celts/ml

56.3m2/min

22.4%

75.1%

98

35.6%

56%

470mg/di

6.0

(一)

(十)

5-10/hpf

2-4/hpf

1,8709,腫 瘤 の 外 径 は,20.5×13.7×8.5cmで あ った

(Fig.6A).割 面 は大 部 分 が 弾 性硬,黄 色 の分 葉 状 充

実 性 の脂 肪 様 成 分 で 占め られ て い た(Fig.6B).

病理 学 的 所 見:よ く分 化 した 脂 肪 組 織 の な かに 厚 い

壁 を有 す る血 管 が 存 在 し,平 滑 筋 の 増 生 を 認 め,腎

angiomyolipomaと 診 断 され た(Fig・7)・ 一 部 は

coagulationnecrosisと な って い た.

術 後 経 過 は 良 好 で,1984年i月26日 退 院 した.退 院

時 に は,転 科 時 に 高 値 を 示 したLDHお よびIAP

は それ ぞ れ3221U/l,900μ9/mlと 減 少 し,術 後10

ヵ月の 現 在,再 発 の徴 候 もな く精 神 的 に も安 定 した 状

態 であ る(Fig.8).

考 察

腎血管筋脂肪腫は,従 来 より結節性硬化症に合併す

ることが多いことで知 られてお り,近 年,CTscan・

超音波検査などの診断手段の向上により,報 告例や術

前診断可能例が増加 している.

臨床症状としては,側 腹部腫瘤 ・側腹部痛 ・血尿 ・

貧血 ・発熱などがある.易 出血性のため,腫 瘍内ある

いは腹膜後腔への出血をきたしやすく,と きにはショ

ック状態となることもある.

診断上重要な検査 としては,腎 動脈造影 。超音波検

査 ・CTscanが あげられる.以 前は腹部断層撮影に

て腫瘍に一致 して透過性の高い部分が認められる所見
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が本 疾 患 に特 徴 的 で あ る と され て い た1)が,出 血 や 腫

瘍中 の脂 肪成 分 の比 率 な どの影 響 の ため か,典 型 的 な

透 亮 像 が 認め られ る症 例 は 多 くな い2).血 管 造 影 では,

動 脈 相に お け る 動 脈 瘤 の存 在 ・静 脈 相 に おけ るOn-

ionpeelappearanceの 存 在 ・動 静 脈 壌 が 存 在 しな

い こ と,エ ピネ フ リ ンに よる血 管 収 縮 が み られ な い こ

とな どが本 疾 患 に 特 徴 的 と され て い る3・4)が,血 管 造

影 だ け で 腎癌 と鑑 別 す るの は 困難 で あ る.超 音 波 検 査

では,脂 肪 成 分 の存 在 お よび異 種 成 分 の混 合 の た め に

highechodensepatternを 示 す5'"8)が,腎 癌 で も類

似 した 像 を 呈 す る9).CTscanで は,本 疾 患 は 脂 肪

成 分 を 含 む た め 腫 瘍 の 一 部 が 一40～-80H.U.と 低

値 を示 す.腎 癌 に お け る壊 死 部 で は,0～20H.U.程

度であ り10),鑑 別上もっとも有効な検査と考えられ

る.超 音波検査 ・CTscanの 併用に より,従 来困難

であった腎癌 との鑑別が可能となっている.な お,頻

度は少ないが高分化の脂肪 肉腫は超音波 検査 ・CT

scan上,本 疾患 と類似した所見を呈するとされてい

る11)が,血 管造影など画像診断の総合評価にて鑑別が

可能 と考えられている.

血液生化学的に本疾患に特異的な所見はみられない

が,従 来より本疾患においてLDH高 値 を示す症例

が多 く報告されている12).と くにLDHisozymeの

検索がおこなわれた記載のある症例では,LDHlの

増加を示した症例が 多 く,自 験 例で も,LDHは

3,2941u/1と 高値を示し,isozymeで は1・DHlの
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上昇 。LDH3の 低下が認められた.LDH1は 赤血

球 。腎臓などに多く分布するとされ,本 疾患の易出血

性および自験例でのHb.値 な どから推測される出血

時期に前後したLDHの 上昇および出血が安定して

からのLDHの 減少から考えると,本 疾患における

LDHの 高値は従来 より考えられているようにユ2)腫

瘍からの出血に よるものであると考えられる.

自験 例で2,070Ptglmlと 高 値を 示 したIAP
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(immunosupPressiveacidicprotein)は,担 癌状

態や感染症にて高値を示すとされ,腎 癌においても高

値を示すとの報告がある13)が,自 験例においてIAP

はLDHと ほぼ同様の推移を示していた.柴 山ら13)

の報告によると,腎 血管筋脂肪腫3例 中2例(690μg/

ml,550μg/ml)が 比較的高値を示していた.腎 血管

筋脂肪腫においてもIAPが ひ とつのserummarker

である可能性が推察される.

治療法については,CTscan・ 超 音波検査などが利

用されなかった頃は,腎 癌などの悪性腫瘍 との鑑別が

困難なため腎摘出術が施行されていたが,前 述の画像

診断が利用されるようにな り術前診断が可能となって

いる現在では不必要な腎摘出術は避けるべ きである.

ただし,な んらかの形で少な くとも組織型を確認 し悪

性腫瘍を否定 しておく必要がある.結 節性硬化症 との

合併例に多い両側性多発例では開放性生検に とどめ保

存的治療をおこない,片 側性のものでは腎部分切除術

までにとどめるべぎである.腎 部分切除術が困難であ

る時や出血が高度の場合は,結 節性硬化症の合併がな

く反対側の腎が健常であると判断されるならば,腎 摘

出術もやむをえないことも考えられる.術 前診断が困

難な症例では,術 中迅速標本を提出し病理診断を くだ

したうえで,治 療法を決定するのが望ましいと思われ

る.

なお,わ れわれが調べえたところでは,妊 娠や出産

に関連した腎血管筋脂肪腫の自然破裂例が12例 報告さ

れている(Table3,4)。 妊娠中に自然破裂をきたした

症例では,そ の原因は妊娠中の循環血液量の増加 。子

宮による圧迫 ・血圧の上昇などではないかと考えられ

ている.し かし,自 験例のような出産後の自然破裂例

では,逆 に子宮による圧迫の消失 も一因として考えら

れる.螺 良ら28)によれば,女 性ホルモンが,子 宮と同

様に発生母地の近い腎に対してなんらかの作用を及ぼ

し腎平滑筋腫の発生に大きな影響を及ぼ していること

が考えられるとのことであるが,妊 娠が腎血管筋脂肪

腫の増大に影響を及ぼしていることも考えられる.結

節性硬化症を合併しない場合は,腎 血管筋脂肪腫は30

歳代女性に好発するとされてお り,妊 娠を経験する可

能性も高く注意を要すると思われた.

結 語

出産後自然破裂をきたした27歳 の女性の腎血管筋脂

肪腫の1例 を報告 し,若 干の文献的考察を加えた.

なお,本 論交 の要 旨は第144回 日本泌 尿器科学会東海地方

会において発表 した,
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Tablc3.妊 娠中に自然破裂をきたした腎血管筋脂肪腫の報告例

報告者(文献番号) 年齢 主訴 治療 出産 胎児 病理診断

1

2

3

4

5

Kisseretal.14)

CohenandPearlman15)

Gallagherand
Gallagher16)

SwiftetaL17)

T・ttyetaL18)

6JonesandBarlow19》

7Hartmanetaiρ)

8 BrodeyetaLoo)

9ValvoetaL21)

10松 屋 ・ほ か22)

11松 原 ・ほ か23)

26

27

25

19

19

21

18

33

27

36

31
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貧血
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側腹部痛(不明)
貧血,低 血圧
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右腎摘 満期

右腎摘 満期

保存的治療後 帝切
出産時右腎摘

右腎摘 満期

生 存AngiomyoI

生 存Angiomyol

死 亡Angiomyol

poma

poma

poma

生 存Angiomyoiipoma

保存的治療 満期 生存 不明

保存的治療後 満期 生存
左腎摘

腎摘 不明 不明

右腎摘

Angiomyolipoma

Angiomyoiipoma

満 期 生 存Angiomyolipoma

保存的治療後 満期 生存
出産時左腎摘

左腎摘 不明 不明

左腎摘 不明 不明
腎動脈塞栓術

Angiomyolipoma

Angiomyolipoma

Angiomyolipoma

Table4.出 産後に発見された腎血管筋脂肪腫の報告例

報告者(文献番号)年 齢 主訴 治療 病理診断

1★Rusche24)23

2★ 宮 村 ・ほ か25)29

3吉 田 ・ほ か26)

4小 林 ・ほ か27)

5★ 自験例
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26
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右 腎摘(分 娩 後17日)Angiomyolipoma

左 腎摘(不 明)Angiomyolipoma
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