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   A 4-year-old girl visited with the chief complaint of clitoral enlargement witch was first pointed 

out when she was one year old. She has received excision of the femoral tumor, which was histo-

logically an arteriovenous hemangioma, at 4 years old. The prepuce was darkly purplish and the 

clitoral neck was enlarged without enlargement of the clitoral glans. The external genitalia 

otherwise were normal and there were no virilizing signs. The mass was excised at the preoperative 

diagnosis of prepucial hemangioma. The mass was enclosed in the prepuce and adherent to its 

skin and there was no enlargement of the clitoris itself. The histopathological diagnosis was arterio-

venous hemangioma.

(Acta Urol. Jpn. 37: 1563-1565, 1991)
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緒 言

陰核肥大をきたす疾患 として先天性 副腎皮質過形

成Dが よく知られている.し か し,先 天性副腎皮質過

形成以外に神経線維腫2-5),脂 肪腫2),血 管 内皮腫2)な

どの腫蕩性病変により陰核肥大をきたした症例もまれ

に報告されている.し か し,多 くは レックリングハウ

ゼン病に伴う神経線維腫によるもの2-5)で あ り,血 管

系腫瘍によるものはわれわれが検索 したかぎ りでは1

例2)が 報告されているにすぎない.今 回,わ れわれは

陰核肥大をきた した陰核包皮血管腫の1例 を経験 した

ので若干の文献的考察を加え報告する,

症 例

症例:4歳,女 児

主訴=陰 核肥大

家族歴 ・既往歴:特 記事項なし

現病歴=1歳 時に近医にて陰核肥大を指摘され経過

を観察 していた.1990年3月29日 に左大腿部腫瘤(切

除標本の組織検査にて浅在型動静脈型血管腫の診断)

を 当院外科にて切除 した際にも陰核肥大を指摘され,

同年4月2日 当科紹介 となった.

現症:頭 頸部,胸 部および腹部に異常をみとめなか

った.左 大腿の手術創以外に四肢に異常をみとめなか

った.表 在 リンパ節は触知しえなかった.陰 核亀頭部
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Fig.1.Appearanceoftheclitorispre-
operatively(A)and3monthsafter
theoperation(B).

絹 籍 ぜ憂
懸耀 轍

銭蝦,
・凄〃,羅

Fig.2.Histologicalexaminationshowedarterio-
venoushemangioma.Lowmagnification

(A)andhighmagnification(B)

は正常大であったが,陰 核包皮は暗紫色を呈し,陰 核

茎部は直径1cm,長 さ2・5cmに 肥大 していた(Fig.

lA).同 部に拍動および圧痛はみとめられなかった.

陰核以外の外性器に異常はみとめられず,男 性化兆候

もみとめられなかった.

検査成績;末 梢血一般,血 液生化学,血 清電解質お

よび尿検査にて異常をみとめなかった,

以上の所見および大腿部腫瘤の組織検査の結果から

陰核包皮に発生 した浅在型動静脈型血管腫の疑いにて

同年5月17日 に腫瘍の切除を行なった,

手術:全 身麻酔下砕石位にて,包 皮を冠状溝に沿っ

た孤状切開および背面切開を加え包皮を剥離した.腫

瘍は包皮に包まれ包皮に癒着 し本来の陰核を覆 うよう

にみとめられたが,本 来の陰核には肥大はみ とめられ

なかった,切 除摘出した腫瘍は暗紫色で,直径0.7cm,

長 さ2.5cmで あ った.

組織学的所見(Fig.2):多 数の不規則な形で拡張

した血管腔がみられ,壁 が厚 く明瞭な平滑筋線維束を

伴った血管と壁が薄 く平滑筋線維に乏 しい血管がみと

められた.動 静脈吻合はみとめられなかった.

以上の所見から以前に切除された大腿部腫瘤と同様

に浅在型動静脈型血管腫 と診断した,

術後経過:術 後経過良好で,術 後3カ 月を経た現在

再発をみていない(Fig.lB).

考 察

陰核肥大をきたす疾患 としてホルモン異常による先

天性副腎皮質過形成Dが よく知 られている.し かし,

先天性副腎皮質過形成以外 に神経線維 腫2-5),脂 肪

腫2).血 管 内皮腫2)な どの腫瘍性病変により陰核肥大

をきた した症例 も稀に 報告 され てお り,pseudo-

pseudo-hermaphroditismと 呼んでいる文献3)も見ら

れる.そ のため,陰 核肥大を診る場合に肥大が先天性

副腎皮質過形成によるものか,腫 瘍性病変によるもの

かを鑑別する必要がある.し か し,「 般的に先天性副

腎皮質過形成による陰核肥大は陰核亀頭部および陰核

茎部を含む陰核全体の肥大であるのに対して,腫 瘍性

病変による陰核肥大は部分的な肥大である点から両者

を鑑別することは容易に可能であると考xら れる.加

えて,先 天性副腎皮質過形成では陰裂の融合や外尿道

口の位置異常などの陰核肥大以外の外性器異常1)や 全

身的な男性化兆候を伴 うことがある点も両者の鑑別に

役立つと考えられる2)自 験例は陰核肥大が陰核茎部

に限局し,陰 核以外の外性器異常および男性化兆候が

みとめられなかった点から先天性副腎皮質過形成によ

るものとの鑑別が容易に可能であ り,包 皮が暗紫色を

呈したことおよび大腿部腫瘤の組織検査の結果から陰

核肥大は浅在型動静脈型血管腫によるものであること

は術前に推定し得た.

動静脈型血管腫は動静脈吻合を伴い深部に存在する

深部型と動静脈吻合を伴わずに浅部に存在する浅在型

に分類される6)浅 在型動静脈型血管腫は真皮あるい

は粘膜下の血管叢の多中心性過誤腫であ り,自 然消失

することはなく緩徐に成長 してい くが,一 般的亭こは単

純切除に治癒すると考xら れている6)、 自験例では術

前に浅在型動静脈型血管腫であることが推定されたた

め,美 容的目的から単純切除を行った.
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結 語

陰核肥大をきた した 陰核包皮血管腫の1例 を報告

し,若 干の文献的考察を加xた.
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