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著明な低血糖を伴った膀胱後腔線維肉腫の1例
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   We report a case of retrovesical fibrosarcoma sith severe hypoglycemia. A 67-year-old man was 
admitted to our hospital with second recurrence of the retrovesical tumor with hypoglycemia. The 
episodes of hypoglycemia were accompanied by the advance of tumor size. Complete tumor resec-
tion with total cystectomy was performed on December 21, 1989, and the tumor was diagnosed 
histopathologically as fibrosarcoma. Soon after removal of the tumor, hypoglycemia disappeared 
and the patient has been well without local recurrence or distant metastasis for more than 20 
months. 

                                                   (Acta Urol. Jpn. 38: 685-688, 1992) 
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緒 言

非膵,非 内分泌系腫瘍で低血糖発作を伴うことはき

わめて稀で,線 維肉腫,紡 錘細胞肉腫および横紋筋肉

腫のような間葉系腫瘍,肝 癌および副腎皮質癌の一部

の症例に散見されるに過ぎない.今 回著者 らは,著 明

な低血糖発作を伴い再発を繰 り返 した膀胱後膝腫瘍で

組織学的には線維肉腫と診断された症例を経験 したの

で,若 干の考察を加え記載する,

症 例

患者:67歳,男 性

主訴:低 血糖発作,頻 尿,排 尿困難

家族歴:父 高血圧,脳 出血.

既往歴:特 記事項なし

現病歴:1979年11月,意 識消失発作を生 じ,某 医へ

緊急入院とな り,精 査により低血糖および骨盤内腫瘍

がみとめられ腫瘍摘出術が施行された。腫瘍摘出後低

血糖は消失した.し かし,1988年2月 頃より頻尿が出

現し,下 腹部に腫瘤を触知するようになったため,同

年3月15日,当 院消化器外科に紹介 され入院となっ

た.入 院後,腫 瘍の尿路への浸潤が疑われたため当科

に紹介 された.ま た この入院時にも低血糖がみられ

た.1月28日,腫 瘍摘出術が施行されたが,腫 瘍は一

部膀胱頸部に浸潤 していたため,壁 の一部を含めて切

除された.前 回と同様に腫瘍摘出後には低血糖は速や

かに消失した,な お,こ の2回 の手術における腫瘍の

組織学的診断は平滑筋肉腫 とされ ていた.1988年7

月,術 後3ヵ 月目の骨盤部CT像 で,膀 胱左側壁部

に腫瘍の再発をみとめたが,再 手術に対する患者の了

解がえられなかったため,外 来で経過が観察されてい

た.1990年5月 頃より,腫 瘍が増大し,9月}こ は頻尿

および排尿困難が出現,さ らにll月10日 には尿閉状態

をきたしたため,当 科に緊急不院となった.

入院時現症:身 長170cm,体 重6L5kg.血 圧140/

90mmHg,栄 養良好で,意 識清明.貧 血,黄 疸を認

めず.表 在 リンパ節触知せず.胸 部理学的所見に異常

なし.腹 部は下腹部に2ヵ 所の手術痕を認め,下 腹部

左側には小児頭大の弾性硬,可 動性不良の腫瘤を触知

した.直 腸診では,前 方左側よりに爽面平滑で弾性硬

の腫瘤を触知した,

入院時検査成績:空 腹時」f旺糖が33mg/dlと 著明な
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Fig.1.Retrogradeurethrocystogramshows

compressionoftheurinarybladder

bytheretrovesicaltumor。

像では,骨 盤内に主 として両側の内腸骨動脈 より栄養

されるhypervasc冒larな 大 きな腫瘍陰影がみられ,

腫瘍血管の複雑な屈曲蛇行 と内径の不整がみ とめられ

た.注 腸造影では腫瘍に よる圧排像がみとめ られた.

膀胱鏡所見=膀 胱頸部左側に腫瘍の浸潤によると思

われる粘膜の変化がみとめられた.

以上より,低 血糖症状を伴い再発 した膀胱後腔腫瘍

の診断により,1989年12月21日,手 術を施行した.

手術所見:下 腹部正中切開にて膀胱前腔へ達し,恥

骨結合の上2分 の1を 切除した.腫 瘍は易出血性であ

ったが,前 面および側方での剥離は比較的容易であっ

た.し か し腫瘍の後面では仙骨との間に癒着をみとめ

たため,一 部で被膜下での剥離となった.ま た直腸へ

の浸潤をみとめず,剥 離可能であったが,膀 胱後面で

膀胱頸部から前立腺にかけて腫瘍の浸潤をみとめたた

め,腫 瘍と膀胱は一塊にして摘出した.尿 路変更は

Straffon法 に よる両側尿管皮膚痩を造設した.

切除標本肉眼的所見 ・腫瘍の大きさは16.5×12×

10.5cmで,重 量は1,050g,腫 瘍 は薄い被膜に覆わ

れており,膀 胱頸部後面で膀胱内に浸潤していた, 、割

Fig.2.Magneticresonanceimagedemonstrates

ahugetumorintheretrovesicalspace.

低値を示し,if[i中イ ンスリンはL4μg/mlと 著 明な

低値を示した.ま た肝機能検査でGOT52u/lお よ

びGPT65U/1と 軽 度の上昇がみられた他,血 液,

尿検査に異常はみとめられなかった.

また低血糖の精査のなめ行われた,7590GTTお

よびクルカゴン負荷試験では,血 糖の変化はほぼ正常

パターンでみとめられたが,い ずれの検査においても

イソス リソ分泌は著明に抑制されていた,

X線 学的検査:腹 部単純撮影で,骨 盤部に小児頭大

の腫瘤陰影をみとめ,排 泄性尿路撮影像では,著 明に

拡張した膀胱像をみとめたが,上 部尿路への影響はみ

とめられなかった.尿 道膀胱撮影像では,膀 胱は腫瘤

により左側,前 方へ著明に圧排されていた(Fig.1).

骨盤 部CT像 では,内 部がほぼ均一な巨大な腫瘍が

骨盤腔内を占拠し,膀 胱は前方へ、直腸は右側へ圧排

されていた.MRI像 で もCT像 同様に骨盤内を占

拠する巨大な腫瘍が描出された(Fig.2).血 管撮影
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平野,ほ か=低 血糖 ・膀胱後腔線維肉腫

面 は黄 白 色 で,一 部 に 出血 お よ び 壊死 を み とめた

(Fig・3)・

病理 組 織 学 的 所 見:腫 瘍 細 胞 は 紡 錘 形 で,不 規 則 に

錯走 し,一 部 でherring-bonepatternを 呈 して お り

(Fig.4),desrnine染 色 に よ りmyofibrilは 染 色 さ

れず,線 維 肉腫 と診 断 され た.

術後 経過=術 後 経過 は 良好 で あ り,低j寳 エ糖 症状 も消

失 し,現 在術 後1年8ヵ 月を 経 過 して,再 発 はみ とめ

られて い な い.

考 察

低血糖発作を伴う腫瘍 としてはinsulinomaが そ

の代表的なものであるが,1929年 のNadlerお よび

WolferDが 報告 した原発性肝癌に低血糖を伴った症

例を始めとして,ま れではあるが膵 ラ氏島細胞由来以

外の腫瘍に低血糖を伴 う症例が報告 されてきている.

低血糖を伴 う膵外性腫瘍は各種の腫瘍にみられるとさ

れているが,欧 米では線維肉腫,紡錘細胞肉腫および横

紋筋肉腫のような間葉系腫瘍に伴う例が42%と 最 も多

く,以 下肝癌(22%)お よび副腎皮質癌(9%)の 順

と報告されている2).他 方,本 邦においては,奥 山3)

によると,原 発性肝癌に伴 うものが最も多く,全 体の

57.6%を 占めているのに対 して,自 験例のような間葉

系腫瘍に伴 うものは3.3%を 占めるにすぎず,欧 米と

は異なる傾向が示されている.ま た本邦での問葉系腫

瘍に低血糖を伴った症例の報告は,こ れまでに10数 例

を数えるのみであ り,こ のうち線維肉腫症例の報告は

3例4-6)に み られるものの,自 験例のように後腹膜に

発生 したものは,こ れまでに報告がないようである.

低血糖を伴った間葉系腫瘍の発生部位は,Lowbe-

er7)の 集計によれ ば,後 腹膜腔に発生 したものが40

%,腹 腔内20%お よび胸腔内28%と されている.ま

た,腫 瘍は通常巨大なものが多く,最 大20kgの 症

例が報告されている8)が,一 般には2～4kgの ものが

多い。組織学的には悪性度の低い線維肉腫および紡錘

細胞肉腫が多 く,他 に横紋筋肉腫,平 滑筋肉腫および

脂肪肉腫などの報告がなされている.

低ffilmaの発生機序に関しては,1)腫 瘍によるインス

リンの異所性産生,2)糖 質新生,糖 原分解の阻害(肝

障害性),3)腫 瘍によるブドウ糖大量消費および4)イ

ンスリン様活性物質の産生が考えられているが,腫 瘍

の起源および組織像も多彩であ り,低 血糖の発症機転

も単一ではなく,個 々の症例により異なるものと思わ

れる.Oleeskyら9)は 後腹膜線維肉腫症例で,IfiL中

インスリソの上昇が み とめ られ たとしている.ま た

Boshellら10)は 後腹膜線維肉腫例で,摘 出された腫瘍
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組 織 中 に 大量 の イ ンス リン活性 物 質 の 存 在 を証 明 して

い る・ さ らにMegyesiら11)は,non-supPressible

insullnlikeactivity(NSILA)と 呼 ばれ る イ ン ス リ

ン様 ペ プチ ドを 測定 し,低tflLge.を 伴 った 膵 外性 腫 瘍 患

者7例 中5例 に,血 清NSILAの 上 野を み とめ た と

撮告 して い る が,そ の本 体 に つ い ては まだ 不 明 の点 も

多 い.自 験 例 で は血 中 イ ンス リンは低 値 で あ り,OG-

TTに 対 す る イ ソス リ ンの反 応 も悪 く,ま た摘 出腫 瘍

中 か ら もイ ンス リ ンは 抽 出 され て お らず,腫 瘍 か らの

イ ン ス リソ分 泌 に よ る もの は 否定 的 であ る.ま た,2

番 目に 挙 げ た低 血糖 の原 因 と して,肝 障 害 性 のほ か グ

ル カ ゴ ソの分 泌 抑制 に よ る もの が考 え られ るが,自 験

例 では1血中 グル カ ゴ ンは 正 常 で あ り,グ ル カ ゴ ソ負 荷

試 験 に よ って も 血糖 が 正 常 に 上 昇 した こ と か ら み て

も,こ の機 序 に よる低m1糖 の 発 現 も否定 的 で あ る と思

われ る.他 方,3番 囲に挙 げ た 腫 瘍 に よ る糖 消 費 の増

大 につ い て,Ungeri2)は 低 血糖 を伴 う間 様 系腫 瘍 で

は,腫 瘍1kgあ た り,1日 に200～3009の ブ ドウ

糖 を消 費 す る と報 告 して い る.し た が って,腫 瘍 が 巨

大 で あ る場 合 に は,腫 瘍 に よる糖 消 費 の増 大 も十 分 に

低1TI'L糖の原 因 と な る もの と考 え られ る.自 験 例 で は,

本 腫瘍 の再 発 後,初 期 の腫 瘍 の小 さい 時期 には,低 血

糖 症 状 は み られ なか った が,腫 瘍 の 増 大 に ともな い,

低 血糖症 状 が 出現 して い る こ とか らみ て,腫 瘍 に よ る

糖 消 費 の 増 大 が,低ICILmaの 発症 に 関 与 して い る可 能 性

が 示 唆 され た が,自 験 例 よ り も 大 きな 線維 肉腫 症 例

で,ま った く低 血糖 を示 さな い症 例 もみ とめ られ る こ

と,ま た 活性 の 低 い イ ンス リン様 物 質 の 腫 瘍 か らの分

泌 も否 定 で きな いた め,詳 細 に関 しては,ま だ 明 らか

で な い.

本 疾 患 の 治療 は,種 瘍 の 外 科 的 手術 に よ る根 治的 切

除 が 第 一 で あ り,周 囲現 織 に 浸 潤 が お よぶ 場 合 も,周

囲 組 織 の 合 併 切除 も 含め た,wideresectionが 必要 と

され る.ま た 腫 瘍 が 広 汎に 進 行 し,根 治 手術 が で きな

い場 合 で も,コ ン トP一 ルで きな い 働 血1糖を合 併 す る

症 例 で は,腫 瘍 のvolumeを で き る か ぎ り減 じ るこ

とに よ り,症 状 が 改善 す る こ とが 期 待 され るた め,可

能 な範 囲 で の 腫 瘍 の 切除 も考 慮 され るべ きか も しれ な

い.自 験 例 で は 膀 胱 壁 に残 存 した 部 分 よ り再 発 を きた

した もの と考 え られ た た め,最 終 的 に膀 胱 を 含め た 腫

瘍摘 除 を行 い,低 血 糖症 状 は消 失 し,現 在再 発 もな く,

経過 良好 で あ る.

結 語

著明な低血糖を伴った膀胱後腔に発生 した線維肉腫

の1例 を報告し,若 干の考察を加えた.
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