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   A 15-year-old boy visited our clinic complaining anomaly of the external genitalia. Since he 

was born, he had been regarded as a male hermaphrodite with a male vagina and penoscrotal 

hypospadia. But various examinations performed under admission revealed the other anomalies 

such' as spina bifida of the sacrum and duplicated rectum opening into perineum, the structure 

of which had been previously considered the male vagina. The histology of biopsy specimen 

taken from the vagina-like structure was colonic mucosa, epithelium of which containing many 

goblet cells. His duplicated rectum was resected by the combined transperitoneal and perineal 

route. 

   We stressed that in differential diagnosis of male hermaphroditism, duplication of the rectum 

must be kept in mind, although rare it might be.

最 近,わ れわれは,生 下 時 より尿道下裂 と男

性膣 を有 す る男性 半陰 陽であ ると思 われ ていた

15才 の男子において,こ の男性膣様構造 が諸検

査の結果,比 較的 まれな重複直腸で あること,

お よび仙骨二分裂を伴ってい る ことが判明 し,

この重複直腸を手術的 に治癒せ しめ得た ので報

告 す る.

症 例

患者:菓 ○末○,ユ5才 の男子

初診:1968年6月18日

家族歴 ・特記すべきことはない.同 胞8人 中の末子

である.

既往歴:特 記すべ きことはない.

主訴:外 陰部の奇形

現病歴=生 下時より,外 陰部の奇形に気づかれてお

り,半 陰陽の疑いがあるといわれていたが,家 庭の事

情で現在まで放置されていた,幼 時より現在まで,排
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血液像:赤 血球数493×104/Mm3,血 色素量14.09/d1

および白血球数6,500/mm3で ある.

血液化学:BUN15mg/d1,Na138mEq/1,K4.6

mEq/1,C196mEq/1,Ca8.Omg/d1,P3.6mg/d1

性染色質:陰 性

尿中170HCS:5.1mg/day

尿中17KS:3.8mg/day

膀胱鏡所見:膀 胱粘膜は正常であり,両 側尿管口も

正常にみとめられる.

レ線学的所見 ・

胸部 レ線像では,異 常を認めなかった.全 身骨格の

レ線像では,回 転異常を伴った仙骨の二分裂を認める

(Fig.3),静 注性腎孟 レ線像では,両 側上部尿路の異

常を認めなかった.膀 胱レ線像は正常である.尿 道膀

胱レ線像(Fig.4)は,正 常男子のそれであり,精 阜

像もはっきりしてお り,そ の位置関係か ら問題の粘膜

が泌尿生殖洞由来のものではないことを示峻する.注

腸 レ線像では異常を認めなかった.骨 盤部動脈 レ線像

(Fig.5)で は,左 の内陰部動脈(A.pudendainterna)

が非常に太 くなってお り問題の構造を栄養しているよ

うに思われた.ま た,膣 様構造に直接に造影剤を入れ

て撮影した レ線像では,盲 端に終る管状構造が うつし

出された.

尿道膀胱 レ線像の所見,指 診で前立腺様のものを触

れ得たこと,お よびその外観から,会 陰部に開いた粘

膜が膣であるとい うことには疑問が感じられたので,

粘膜の生検を施行した.そ の組織学的所見(Fig.6)

は,粘 膜は円柱上皮よりな り,杯 細胞となったものが

多く,多 数の腺腔を形成 しており,筋 層および リンパ

濾胞もみられ,結 腸粘膜の組織像であった.

以上より,尿 道下裂および仙骨二分裂を伴った重複

直腸の診断のもとに1968年7月17日 に手術を施行し

た.

手術所見 ・まず下腹部正中切開のもとに.開腹したと

ころ,子 宮や卵巣のごとき女性内性器は認められなか

った.重 複直腸へ 外か ら金属ブジーを 挿入してみる

と,そ の先端を膀胱 と直腸の間に触知できたので,そ

の上で腹膜を切開し,ま ず 腹腔側より剥離していっ

た.次 に,会 陰側より重複した直腸を周囲より剥離し

ていったが,そ のさい薫端に終る部分の近 くで本来の

直腸と強く癒着 していたが,そ の他の部分の剥離は容

易であった.途 中膀胱頸部近 くに前立腺の存在を確認

した.な お経尿道的に膀胱内ヘカテーテルを留置した .

術後経過は順調で,創 部は一次的に治癒 し(Fig.7),

術後24日 目に退院した。本症例の重複直腸の位置関係

をFig。8に 示す.
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摘除標本:長 さ約10cmの 盲端に終る管状構造で,

一部に結腸特有の腹膜垂(Appendicesepiploicae)の

付着した部分を認める,

組織学的所見:管 腔内面を直腸粘膜がおおい,多 数

の杯細胞を認める.そ の外側には平滑筋からなる筋層

をみる.

以上のごとく,こ の症例は,初 診時男性半陰陽を思

わせたが,諸 検査の結果重複直腸を疑われ,手 術の結

果それを確認した.男 性半陰陽の鑑別診断に重複直腸

も考慮に入れなければならないということを教えられ

た症例であった,今 後時期をみて,尿 道形成術を施行

する予定である.

考 按

消化管 の 重複 は,食 道か ら直腸 に至 る どの

部分 にも み られ る.そ の中で も 回腸 お よび 回

盲部 に み られ るものが 最 も 多 い と されている

(Table1:佐 谷 ら,1967).そ の形 態には嚢状

Table1 重複腸管の発生部位

(佐谷ら,1967に よる)
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欧 米 症 例 は,欧 米 の代 表 的 小 児外 科 医(Gross,Rick-

ham,Koop,Swenson)の 自験 例 の集 計,

の も の と,管 状 の も の が あ り,前 者 の 方 が 多

い.こ の 奇 形 は,enterogenouscysts,enteric

cysts,ileumduplex,giantdiverticula,in-

clusioncysts等 い ろ い ろ の 名 称 で 呼 ば れ て い

た が,Ladd&Gross(1941)は,腸 管 重 複 症

(duplicationsofthealimentarytract)の 名

称 で ま と め,こ れ は 次 の 条 件 を 満 足 さ せ る も の

と し た.す な わ ち,1)消 化 管 の い ず れ か の 部

分 に 癒 着 し て い る こ と,2)そ の 壁 内 に 平 滑 筋
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を含む こと,3)内 面 を 消化管上皮で おおわ れ

てい る こと,の3項 目で ある.自 験例 は,こ の

3つ の条件を満足 させ てお り,そ の位置関係 か

らみ て,重 複直腸で あるとい う ことが できる.

直 腸の重複は,腸 管重複症 のうちでもまれ な

もので ある.佐 谷 ら(1967)に よ ると,本 邦症

例53例 の うち 重複直腸 は1例 もみ られ てい な

い.ま た,彼 らは,欧 米の代表的な 小児外科

医,す なわ ちGross,Rickham,Koopお よ び

Swensonの それぞれ の 自験例を集計 し,合 計

147例 の 消化管重複 の うち重複直腸ユ1例(7.5%)

を数 えている.ま た,Dohn&Povlsen(1951)

に よ ると,彼 らが文献的に集 めた315例 の消化

管重複 のうち重複直腸は10例(3.2%)で あ った.

重 複腸管は,泌 尿生殖器 の奇形お よび脊椎 の

奇形 をともな う ことが しば しば ある.ま ず,泌

尿生殖器 の奇型 としては,重 複子宮,重 複膣,

重 複膀胱,重 複尿道な どが多 く,こ れは特に結

腸 の 管状重複 の さいに み られ ることが 多い.

Ravitchは,そ の発生原因 として,胎 生2週 以

内 とい うぎわめて早 い時期 に胎芽 の尾側 端の重

複が お こるためで あろ うと述べ,hindgut

duplicationと よんでい る.Ravitch&Scott

(1953)は,こ の ような泌 尿生 殖器 の重 複を合

併す る結腸の管状重複は,他 の嚢状 の消化管 重

複 とは発生原因の異な る別の奇形 とみな され る

べ きで あることを指摘 してい る.自 験例は尿 路

奇形 として,尿 道下裂を合併 していた.

消 化管重複 と脊椎 奇形の合 併 しやすい ことは,

Veeneklaas(1952),Falloneta1.(1954)お

よびSoper(1968)ら がi報告 してい る.Fallon

eta1.(1954)は,そ の発生原 因 として,胎 生

期 に,脊 索 と内 胚葉 の分離が うま く行 なわれ

ず,そ のため両側 よりの脊椎弓の癒合が失敗 す

るのではないか と述 べてい る.脊 椎 奇形 は,胸

椎 に 最 も 多 くみ られ,こ れ は 上部消化管 の重

複,と くに縦隔洞 内にみ られ る嚢状 重複に とも

な う.ま た,結 腸 の重 複には,腰 椎 や仙椎 の奇

形 が ともな う この ように,消 化管重 複 と脊椎

奇形 の部位 が平行 す ることは,両 者 が共 通の発

生原因に よっ てい る ことを 示唆 す る.自 験例

も,直 腸 の重 複に回転 異常 を ともな う仙骨の二

分裂 を合併 していた.

直 腸 の発生 は,胎 生6週 より,cloacaが 下

方へのびて くるurorectalseptumの た め,前

方の泌尿生殖洞 と後方 の直腸 にわかたれ る こと

に よる.鎖 肛お よびそれ に ともな う直腸痩 は,

この時期 の 発生異常 を 原因 と する と され てい

る.Gross(1953)の あ げている4例 の管状 の

重複 直腸 の うち,2例 は前方 の直 腸 と尿道 の間

に痩孔 を形 成 し,他 の1例 は鎖肛 を ともな?て

いた,Oeconomopoulos&Swenson(1962)の

挙 げてい る女 児の管状 の重複直腸例 では,前 方

の直腸 と膣 の關に痩孔を認 めた.こ の ように 自

験例の ごとき管状 の重複 直腸 では,cloacaの

分 離 異常 を思わせ る例が多 いが,自 験 例におい

ても,尿 道下 裂の存在を考 えあわ せる と,こ の

時期 の発生異 常があった ので はないか と推 測 さ

れ る.

自験例 は,重 複 した直腸が会陰部 に開口 して

膣 とまぎ らわ しい外観 を呈 し,ま た尿道下裂を

合併 していたため,男 性 半陰陽 と誤 ま られ て,

生 下時 よ り当科初診 まで放 置 されて あった.消

化管の 重複 とい う 奇形 が まれ なもので あるた

め,半 陰陽 の鑑別診断 に考 え られない のが普通

で あるが,わ れわれ の知 るか ぎりでは,男 性半

陰陽 の鑑別診断に重複直腸 を考 慮すべ きで ある

とい う 記載 は み られない.興 味深 い ことは,

Jones&Scott(1958)の``耳ermaphroditism・

GenitalAnomaliesandRelatedEndocrine

Disorders"の 男性 半陰陽 の項 に あげ られ てい

るCaseP。O.と 自験例が相互 に類 似 してい る

ことで ある.そ の膣 の組織像 は結腸粘膜で あっ

た と記載 され てお り,解 剖 学的位置闘係 も 自験

例 とよ く似 ている.

患 者お よび その家族 に とって,半 陰陽 の診断

を うけ るときよ りも,腸 の重複 とい う診断 を う

け るときのほ うが精神的 負担が少ない ことを考

慮に入れ るな らば,両 者 を鑑別す る ことは,泌

尿器 科医に とっ て きわ めて 大 切で ある.そ れ

には,レ 線学 的諸検 査で,膣 と して疑 問の感 葛

られ る場合 には,そ の生検を行な うことが重要

で ある.

結 語

1)15才 の男子にみられた 尿道下裂および回
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Fig.1外 陰部所見=正 常大に発育した陰茎をみ

る.恥 毛の発生状態は正常であった.こ

の写真では手術のため剃毛されている.

Fig.3 骨盤部単純レ線像1回 転異常を伴った仙

骨二分裂を認める.
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Fig.2外 陰部所見:矢 印は男性膣 と思われた粘

膜管状構造の開口部を示す.

ネラ トンカテーテルが陰茎根部の外尿道

口か ら膀胱に挿入されている.

Fig.4尿 道 膀胱 レ線像:尿 道膀胱像は正常であ

り,精 阜像ははっきり認められる.
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Fig.7術 後 の外陰部所見 ・手術創は一次的に治

癒 している.矢 印は陰茎根部にある外尿

道 口(尿 道下裂)を 示す.

彦 ④

3

滋窓 蕪難
Fig.6生 検組織学的所見:粘 膜は円柱上皮から

な り,杯 細胞となったものが多く,腺 腔
を形成している.筋 層(平 滑筋)お よび
リンパ濾胞も存在する正常の結腸壁の組
織像を示している.

～

①

② ↑

Fig.8解 剖的位置関係:① 重複直腸,② 正常直

腸,矢 印は重複直腸 との癒着部を示す,

③腹膜,④ 膀胱,⑤ 前立腺.
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転異常を示す仙椎二分裂を ともなう重複直腸の

1例 を報告した.前 方の直腸は,一 側は盲端に

終り,他 側は会陰部に開いていたが,そ の外観

は膣様であり,生 下時 より男性半陰陽であると

思われていた症例である.

2)消 化管の重複について若干の文献的考察

を加えた.

3)男 性半陰陽の.鑑別診断に重複直腸も考慮

に入れなければな らないことを強調 した.

(稿を終えるにあたり園田教撰の御校閲を感謝いたし

ます.).
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