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Fig. 1. Transverse image, abdominal contrast-
enhanced CT. The 4. 7× 3. 4 cm tumor
(arrow) is seen as a left adrenal lesion.
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A 50-year-old woman was referred to our hospital for consultation for a suspected left adrenal tumor

detected by ultrasonography during a health check. Computed tomography and magnetic resonance

imaging revealed a 4.7×3.4 cm tumor in the retroperitoneal space near the adrenal gland. The patient

subsequently underwent laparoscopic tumor resection. Using fluorescence in situ hybridization (FISH), the

resected tumor was diagnosed as a retroperitoneal bronchial cyst. Here we present a case of a definitive

diagnosis of a retroperitoneal bronchial cyst using FISH, and review the cases of retroperitoneal bronchial

cyst in the literature.

(Hinyokika Kiyo 68 : 11-16, 2022 DOI : 10.14989/ActaUrolJap_68_1_11)
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緒 言

気管支原性嚢胞は胎生期における呼吸器原基の異常

出芽や分離・迷入により発生する良性腫瘍であり，比

較的稀な疾患である1)．後腹膜気管支原性嚢胞は臨床

的，解剖学的，組織学的特徴が奇形腫と互いに重複し

ていることから，腫瘍摘除術後の病理組織学的診断で

は奇形腫の部分像との鑑別が困難なことがある．今回

われわれは，Fluorescence in situ hybridization（FISH）

法を用いて奇形腫との鑑別を行い，後腹膜原発気管支

原性嚢胞の診断に至った症例を経験したので，文献的

考察を加えて報告する．

症 例

患 者 : 50歳，女性

主 訴 : 左副腎偶発腫瘍

既往歴 : 腎盂腎炎，子宮筋腫・腺筋症で子宮摘除術

現病歴 : 健康診断の腹部超音波検査にて左副腎腫瘍

を指摘され，当科を紹介受診された．

初診時現症 : 身長 156 cm，体重 47.0 kg，血圧 107/

74 mmHg，脈拍74回/分，体温 36.5°C．上下腹部とも

に平坦・軟で腫瘤などは触知しなかった．

血液生化学検査 : WBC 4,600/mm3，Hb 13.6 g/dl，

コルチゾール 5.4 μg/dl，レニン活性 1.2 ng/ml/h，

ACTH 15.6 pg/ml，DHEA-S 55.0 μg/dl，アルドステ

ロン 78.0 pg/ml，アドレナリン 0.03 ng/ml，ノルア

ドレナリン 0.23 ng/ml，ドパミン 0.02 ng/ml以下と

いずれも正常範囲内であった．

24時間塩酸蓄尿検査 : アドレナリン 8.7 μg/day（基

準値 : 1.1∼22.5），ノルアドレナリン 89.4 μg/day

（基準値 : 29.2∼118），ドパミン 750 μg/day（基準

値 : 100∼1,000）と基準値内であった．
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Fig. 2. Coronal T1-weighted (a) and transverse T2-
weighted (b) images on abdominal MRI. A
low-intensity tumor including a cystic lesion
is seen in the left adrenal gland region.
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Fig. 3. Tumor macroscopic findings. Multilocular
cystic lesions with gelatinized contents are
visible within the tumor.
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Fig. 4. Tumor microscopic images ; H & E staining.
Bronchial glands, seromucous glands, and
smooth muscle tissue-mimicking actual
bronchial construction are visible. No
adrenal tissue was found in the resected
specimen. Scale bars＝100 μm.

造影 CT 所見 : 左腎上極に隣接する径 4.7×3.4 cm

の造影効果の乏しい腫瘤を認めた．内部に石灰化は伴

わず，周囲臓器への目立った圧排や進展も指摘されな

かった（Fig. 1）．

MRI 所見 : T1，T2 強調像とも腫瘤内部は低信号

を呈しており，一部に嚢胞成分を疑う信号変化を認め

た（Fig. 2a，b）．左副腎との境界は不明瞭で，脂肪抑

制 T1 強調像での信号変化は明らかではなく，副腎腺

腫とは異なる像を示していた2)．

上記検査所見より内分泌非活性の副腎腫瘍と診断さ

れた．悪性腫瘍を否定できないこと，確定的な組織学

的診断を得るためには外科的切除が望ましいと判断

し，腹腔鏡下腫瘍摘除術を選択した．

手術所見 : 腹腔鏡下副腎摘除術に準じた手術を施行

した．体位は右正側臥位とし，定型的 3ポートを留置

した．術中所見では腫瘍と周囲組織との境界は明瞭で

癒着を認めず，正常副腎との境界も明瞭であった．そ

のため，腫瘍のみを周囲組織と剥離して摘出した．手

術時間 1時間54分，気腹時間 1時間21分，出血量は少

量であった．

病理組織学的所見 : 腫瘍は 7.0×5.1×3.0 cm で，

内腔は白色調の寒天様物質が充満した多房性嚢胞性病

変が占めていた．充実性結節は明らかでなかった

（Fig. 3）．HE 染色では，異型に乏しい線毛円柱上皮

に裏打ちされた大小の嚢胞が集蔟して認められ，嚢胞

間の線維性間質には炎症細胞浸潤や泡沫細胞の集蔟が

認められた．病変内部や辺縁部において，気管支腺，

粘液漿液腺，平滑筋が既存の気管支構築を模倣するよ

うに認められた．その他の成分は明らかではなく，病

変部に副腎組織を認めなかった（Fig. 4）．気管支様構

造を伴う嚢胞性病変で，その他の成分が確認できない

ことから，後腹膜に発生した気管支原性嚢胞の可能性

が第一に考慮された．しかし，奇形腫の部分像の可能

性が除外しきれなかったため，Fluorescence in situ

hybridization（FISH）法を追加した．FISH 法は12番

染色体短腕の ETV6 を橙色，12番染色体のセントロ
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Fig. 5. Fluorescence in situ hybridization of the
tumor. Two ETV6 (orange) signals and
two centromere (green) signals are observed
in a tumor cell. The ETV6/centromere
ratio is 1.0.

Table 1. Discriminating between bronchogenic cyst and teratoma

気管支原性嚢胞 奇形腫

臨床症状 一般的に無症状だが，腫瘍の大きさにより呼吸器症
状や出血が出現する．

一般的に無症状だが，腫瘍の大きさによってはその
発生部位に応じた圧迫症状がみられる．以下に例を
示す．

胸腔内，心嚢内，肺内 発熱，胸痛，呼吸器症状

松果体部，神経下垂体部 頭蓋内圧亢進症状

卵巣 腹痛，下腹部違和感

CT 所見 水-気管支分泌物に相当する低吸収値∼比較的高吸
収を示す．

構成成分によって所見は異なり，嚢胞性成分，石灰
化や脂肪成分などをみることがある．

MRI 所見 分泌液により，T2 強調像で高信号/液面形成をみ
ることがある．

構成成分によって所見は異なる．hair ball などの特
徴的な所見を見ることがあるが，嚢胞性成分が主体
である場合がある．

病理組織学的所見 主に多列線毛上皮から成り，軟骨や気管支腺様の腺
管構造といった呼吸器系組織をみることが多い．

扁平上皮，線毛包皮，腺上皮など多様な種類の組織
から構成される．

FISH セントロメアと 12p のシグナル比が 1 セントロメアと 12p のシグナル比が 1.52 以上

悪性化の有無 良性腫瘍 未成熟型は悪性化の可能性がある

治療 原則全摘除術 原則全摘除術．悪性度により追加の手術や化学療法
などが必要

FISH : Fluorescence in situ hybridization.

メアを緑色で標識するプローブを用いた．FISH 法で

は橙と緑のシグナルがそれぞれ 2個確認でき，シグナ

ル比は 1 であった．また，12番染色体短腕の同腕染

色体［isochromosome 12p 以下 i（12p）］の増幅は認め

なかった（Fig. 5）．以上より奇形腫が除外されたた

め，後腹膜原発気管支原性嚢胞と最終診断した3)．

術後経過 : 合併症なく，術後 6日目に退院した．術

後 9カ月経過しているが再発などは認めていない．

考 察

気管支原性嚢胞は，前腸由来の呼吸器系の嚢胞性奇

形である4)．男性にやや多く見られ，縦隔腫瘍の10∼

15％，縦隔嚢胞の50∼60％を占める5)．好発部位は右

傍気管領域および中縦隔である．縦隔気管支原性嚢胞

の分類は，その部位により傍気管型，気管部型，傍食

道部型，気門部型，その他の 5つのタイプに分類され

る．これらの部位以外に心膜，胸膜，頸部，横隔膜，

後腹膜などに発生したとの報告もある6)．一般的には

無症状であるが，嚢胞が大きくなった場合は肺などの

周辺臓器が圧排され，呼吸器症状や胸痛がみられるこ

とがある7)．また，瘻孔が形成された気管支原性嚢胞

では，咳嗽，発熱，痰の喀出，喀血を引き起こすとさ

れる8)．CT では水∼気管支分泌物に相当する低吸収

値~比較的高吸収値を示し，MRI では T2 強調像で高

信号を呈し，また，分泌液の液面形成などをみるとさ

れるが，組織学的に上皮細胞，平滑筋，漿液粘液腺，

軟骨などの気管支に見られる組織から構成されてお

り，嚢胞の内容物によって画像所見は多彩である5,9)．

治療は症状出現後では手術のリスクが高いこと，術前

診断が困難であることなどから，耐術能を有する限り

は診断的摘出が望ましいとされている5,10)．

一方，奇形腫は外胚葉，中胚葉（ほとんどの奇形腫

は中胚葉由来の脂肪を含む），および内胚葉のすべて

に由来する組織を含む胚細胞性腫瘍である．構成成分

の分化の程度によって成熟型と未成熟型に分類され，

成人では未成熟型が悪性化しやすい．前縦隔に発生し

やすいとされているが，後縦隔や後腹膜腔などの他部

位にも発生しうる．組織学的に扁平上皮，線毛包皮，

腺上皮など多様な種類の組織から構成される可能性が

あり，呼吸器系の上皮細胞，平滑筋，軟骨がみられる

こともある．画像検査や組織学的所見は，気管支原性

嚢胞と同様にその構成成分によって異なる11)．した

がって，気管支原性嚢胞，奇形腫は，共に嚢胞性病変

を認めうる疾患であり，後腹膜腔に発生しうるため，

部位による明確な鑑別は困難である．画像所見，組織

学的所見においても互いに重複する構成成分が多く，

容易に鑑別に至らない場合が多い．

思春期以降に発生する胚細胞腫瘍は12番染色体短腕

天野，ほか : 気管支原性嚢胞・FISH 13



Table 2. Reported cases of laparoscopic bronchogenic cyst resection originating near the adrenal gland

Cases Author Year References Age Sex
Left or
right
(L/R)

Tumor
diameter
(cm)

Preoperative
diagnosis

FISH
(＋/−) Prognosis

1 Tokuda N 1997 (17) 24 F L 3.0 Pheocromocytoma − NR

2 McCrystal DJ 2002 (18) 8 F L 4.0 NR − No recurrence for 24
months

3 McCrystal DJ 2002 (18) 15 M L 5.5 NR − No recurrence for 48
months

4 Ishikawa T 2003 (19) 41 F L 9.2 Bronchogenic cyst − NR

5 Ishizuka O 2004 (20) 36 M L 5.0 Ganglion − NR

6 Hashine K 2004 (21) 30 M L 4.0 Adrenal cyst − No recurrence for 24
months

7 Akos MB 2006 (22) 18 F L 8.0 Adrenal adenoma − NR

8 Chu PY 2007 (23) 55 M L 4.0 NR − NR

9 Minei S 2007 (24) 39 M L 4.5 NR − NR

10 Terry NE 2007 (25) 75 F L 5.0 Benign adenoma − No recurrence for 12
months

11 Roma A 2008 (26) 40 M L 6.2 Metastatic teratoma − NR

12 Obando J 2009 (27) 67 M L 3.9 NR − NR

13 Chug JM 2009 (28) 41 F L 4.8 Adrenal tumor − NR

14 El Youssef R 2010 (29) 44 M L 3.1 NR − NR

15 Rud O 2010 (30) 51 F L 3.0 Retroperitoneal tumor − No recurrence for 9
months

16 Powell G 2012 (31) 50 M L 2.3 Retroperitoneal tumor − NR

17 Cai Y 2012 (32) 50 F L 3.0 NR − NR

18 O’Neal PB 2012 (33) 23 F L 4.8 Adrenal tumor − NR

19 Alguraan Z 2012 (34) 23 F R 4.0 NR − NR

20 Jannasch O 2013 (35) 50 M L 5.0 NR − NR

21 Kouno M 2013 (36) 51 F L 4.0 Retroperitoneal tumor − NR

22 Terasaka T 2014 (37) 27 M L 5.0 NR − NR

23 Aoyama K 2015 (38) 59 M L 4.5 Adrenal adenoma − NR

24 Yamakawa J 2015 (39) 53 F L 3.0 Lymphangioma − No recurrence for 12
months

25 Tanaka T 2020 (13) 32 F L 3.9 Bronchogenic cyst − No recurrence for 7
months

26 Our case 2021 50 F L 7.0 Adrenal tumor ＋ No recurrence for 9
months

の異常を認めることが多く12)，i（12p）を確認するこ

とが奇形腫との鑑別に有用であるため，今回 FISH 法

を用いて i（12p）の検索を行った（Table 1）．

FISH 法は蛍光物質をつけた特定の遺伝子を標的の

遺伝子と結合させて可視化する手法であり，FISH 法

における奇形腫の診断基準はセントロメアシグナルと

12番染色体短腕のシグナル比が 1.52 以上で，12番染

色体短腕の増幅を認めるとされる．本症例はシグナル

比が 1 であり，12番染色体短腕の増幅を認めなかっ

たため，奇形腫ではなく後腹膜原発気管支原性嚢胞と

診断した3)．

田中らは後腹膜原発気管支原性嚢胞に対して体腔鏡

手術を施行した27例について報告している13)．27例

のうち，副腎またはその近傍に発生した25例と自験例

を含む26例を Table 2 に示す．患者年齢，腫瘍径の中

央値はそれぞれ41歳（ 8∼75），4.25 cm（2.3∼9.2）

であった．男性が14例，女性が12例で，26例中25例が

左側であった．これは肝原基によって迷入が妨げられ

ること，食道間膜に迷入した胚芽が食道の成長に伴っ

て尾側に移動すること，右側大動脈消失によって血流

が減少すること，などの理由が推測される14)．自験

例を含む多くは術前，副腎腫瘍，または後腹膜腫瘍と

診断されていた．確定診断において FISH 法を行い，

気管支原性嚢胞と奇形腫を鑑別したという記載がある

ものは，自験例のみであった．予後については，記載

のある症例はすべて再発なく経過していた．

大橋らは少数の腺組織を含む充実部に mucinous

adenocarcinoma 像を呈した 16 cm 大の後腹膜腔腫瘤

を15)，江口らは膵後面に発生し，嚢胞壁の一部に

adenocarcinoma の像を呈した後腹膜腫瘍を16)，それ

ぞれ後腹膜気管支嚢胞の悪性転化として報告してい

る．彼らの報告では FISH 法による奇形腫との鑑別は

行われていない．

気管支原性嚢胞と診断をされた症例においても，
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FISH 法を行わなければ，実際は呼吸器系の組織のみ

で構成される奇形腫であった可能性は否定できない．

奇形腫はその成熟度により悪性化の可能性が考えら

れ，術後の経過観察を行う上で大変参考になる．その

ため，組織学的所見において気管支原性嚢胞の所見で

あった場合，FISH 法を用いた確定診断が考慮され

る．

結 語

FISH 法を用いて診断を得た後腹膜気管支原性嚢胞

の 1例を経験した．組織学的診断のみでは気管支原性

嚢胞と奇形腫との鑑別は困難であり，確定診断には

FISH 法を用いた検討が必要である．
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