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A 38-year-old woman was referred to our hospital with a chief complaint of cyclic hematuria and

amenorrhea after Caesarean section. Magnetic resonance imaging showed vesicouterine fistula. The

patient was treated with luteinzing hormone-releasing hormone analog to stop menstruation for six months.

We performed transperitoneal closure of the vesicouterine fistula. Normal menstruation resumed after 4

months, and the symptoms disappeared. This case was considered Youssef syndrome (cyclic hematuria

without vasinal amenorrhea or urinary incontinence). We discuss the cause of this syndrome.

(Hinyokika Kiyo 59 : 27-29, 2013)
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緒 言

われわれは帝王切開術後に膀胱子宮瘻が出現し，臨

床症状から Youssef 症候群と診断された症例を経験し

た．若干の文献的考察を加えて報告する．

症 例

患者 : 38歳，女性

主訴 : 肉眼的血尿

既往歴・家族歴 : 特記すべき事項なし

現病歴 : 2008年 7月他院にて帝王切開術の際に膀胱

損傷（詳細不明）あるも保存的に軽快した．その後，

月経なく2011年 1月頃より月経様下腹部痛と無症候性

肉眼的血尿が出現したため前医を受診した．MRI，

膀胱鏡にて膀胱子宮瘻と診断され，治療目的に当科紹

介受診となった．

現症 : 身長 157 cm，体重 53 kg，心拍数 69回/分，

血圧 115/63 mmHg．

検査所見 : 血算，一般生化学検査にて異常所見を認

めず．止血機能にも異常を認めなかった．尿中白血球

20∼29/HPF であった．

画像所見 : 膀胱鏡にて膀胱後壁に瘻孔を認め，その

周囲に月経によると思われる炎症の波及が見られた

(Fig. 1）．尿管口はその近傍に存在した．単純MRI T2

強調画像矢状断にて膀胱後壁と子宮体部の間に瘻孔を

認めた (Fig. 2）．

臨床経過 : MRI より膀胱子宮瘻と診断したため子

宮卵管造影や膀胱造影検査は追加しなかった．根治治
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Fig. 1. Cystoscopy showed fistula of posterior wall
of urinary bladder (black arrow) and inflam-
mation of the mucous membrane (white
arrow).

療には手術が必要と判断したが，患者が半年後の手術

を希望したことからリュープロレリン酢酸塩を開始し

て無月経とした． 6カ月後，全身麻酔下に経腹的膀胱

子宮瘻閉鎖術を施行した．子宮を膀胱から剥離して

1.0 cm 大の瘻孔を確認し (Fig. 3），子宮は単純閉鎖し

た．瘻孔が尿管口近傍に存在したため，膀胱高位切開

して両側尿管口から S∼J 尿管カテーテルを挿入し周

囲と軽度癒着した瘻孔周囲組織を十分に切除して 2層

に縫合した．間隙には大網を充塡して終了した．術後

14日目に膀胱造影にて明らかな造影剤の漏出のないこ

とを確認して S∼J 尿管カテーテルと尿道カテーテル

を抜去した．術後 4カ月目に正常月経が再開したが，

泌尿紀要 59 : 27-29，2013年 27



泌59,01,06-2

Fig. 2. Abdominal MRI (T2 weighted) showed
vesicouterine fistula.
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Fig. 3. Fistula of bladder (arrow).
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Fig. 4. Vesicouterine fistula was closed after surgical
repair. Greater omentum is filled (arrow)
(T2 weighted MRI).

血尿は認めなかった．また単純 MRI にて瘻孔の閉鎖

と充塡された大網を確認した (Fig. 4）．

考 察

Youssef ら1)は1957年に膀胱子宮瘻の症状の中で周

期性血尿はあるが膣性尿失禁と経膣月経のない症例を

Youssef 症候群と定義し，自験例もこれにあたる．診

断，治療については一般的な膀胱子宮瘻と同様である

が，症状からは泌尿器科疾患との鑑別が必要となる．

本邦においては小林ら2)が 6例報告しており，その

後森下3)の報告を加えると本例は 8例目にあたる．

Youssef 症候群を呈するには，瘻孔が子宮体部にあ

り，かつ子宮頸部が温存されていることが必要条件と

してあげられる．さらに以下の通りに子宮内圧と膀胱

内圧の関係性を考慮することで上記の症状が出現する

と考えられている4,5)．

月経期には子宮内圧が 130∼160 cmH2O となる．

膀胱内圧は排尿時でも 50 cmH2O 程度であるため，

月経血が瘻孔を通って膀胱内に流入し月経の度に肉眼

的血尿を引き起こす (Fig. 5a）．

次に月経間期には子宮内圧は 35∼100 cmH2O まで

低下する．排尿時に膀胱内圧があがると，子宮内に尿
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Fig. 5. The relation of the intrauterine pressure and
intravesical pressure. (a) In a menstrual
period. (b) In intermenstrual period.
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が流入する．ここで重要なのが先ほど述べた子宮頸部

が温存されていることである．つまり，子宮頸部の括

約作用が温存されているために子宮内に尿が貯留して

も膣性尿失禁は起こらないと考えられる (Fig. 5b）．

子宮内に貯留した尿は，蓄尿期に膀胱内圧が下がった

際に再度膀胱内に戻る．膀胱造影では瘻孔が描出され

ず，子宮卵管造影にて瘻孔を確認した森下の報告3)

は，上記考察に矛盾しない．

一般的な膀胱子宮瘻は栗林ら6)が本邦における69例

を集計しており，その後の寺内ら7)の報告を加えると

自験例が71例目にあたる．

症状では膣性尿失禁が約80％と最も多く，次に周期

性血尿，膀胱炎症状と続き，Youssef 症候群とは明ら

かに異なる．

診断のために過去の報告例では膀胱造影，子宮卵管

造影が用いられているのに対し，自験例ではより侵襲

の少ない MRI のみで診断することが可能であった．

出産適齢期の若年女性に多い疾患であるため身体的，

精神的負担の多い造影検査にかわり積極的に MRI を

撮影すべきであろう．

膀胱子宮瘻の原因としては87％が産科的原因であ

り，中でも全体の54％が自験例と同様に帝王切開によ

るものである．その他少数であるが外科的要因，外傷

性，またアミロイドーシスが原因と考えられる症例も

報告されている8)．

治療としてほとんどの症例で経腹もしくは経膣的に

瘻孔閉鎖術を施行されており，再発は報告されていな

い．より侵襲の少ない経尿道的粘膜凝固術を施行した

症例9)では術後再発を認めており，治療として不十分

と考えられる．本症例では瘻孔と尿管口が近く，また

月経による膀胱粘膜の炎症も認められ膀胱を大きく切

開する必要があったため，尿管ステントを留置し，術

中の損傷予防と術後の創部安静を保持した．また患者

が出産適齢期であることを考えると 1期的に治療する

必要性が高いため，大網充塡を行い，有用であった．

手術療法以外では腎瘻と尿道カテーテル留置にて保

存的に軽快した例10)や，自験例でも使用した LH-RH

analog 投与のみにより改善した例11)があり，外科的

手術の待機期間中にこれらの治療を施行する意義はあ

る．

最後に膀胱子宮瘻術後の妊孕性について，現在まで

に 3例の出産が報告されており3)，自験例においても

今後の出産は可能であると考える．

結 語

Youssef 症候群を呈した膀胱子宮瘻の 1例を経験し

た．経腹的瘻孔閉鎖術を施行し，術後再発を認めてい

ない．
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