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  A4g・yearっ1d woman visited our clinic with the chief complaint of left flank． pain． The urinaly－

sis revealed nQ abnormal finding． Intravenous pyelography sh6wed slight abnor血ality of the left

kidney． Aortography， and selective renal angiography revealed a tumor of the left kidney， either

malignant tumor or angioma． Transperitoneal nephrectomy was performed．

  The lower third of the removed ’kidney consisted of a large tumor， measuring 4．5×4．5x4．5

cm， and histological diagnosis was renal angiomyoliposarcoma． Tuberous sclerosis．was not associated．

  No local recurrence or metasta．sis is noticed 5皿onths after surgery．

         緒    言

 腎悪性腫瘍のうち肉腫は比較的まれな腫瘍である．

最近著者は腎肉腫（angiomyoliposarcoma）の1例を

経験したので本症について若干の文献的考察を加えて

報告する，

        症    例

患者：喜○貞0 49才，家婦

初診：1972年2月24日

主訴：左側腹部痛

家族歴：弟妹2入肺結核で死亡

＊部長（Director）
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 既往歴：29才 肋膜炎（結核性？）

     48才右下腿静脈瘤切除

 現病歴：1972年1月20日，就寝中寝がえりをうっ

たところ突然左側腹部に緬二様疹痛を認め，救急車に

て某病院へ入院した．そのこも体感にさいして左側腹

部痛を訴えた．精査のため当院第2内科へ入院し，

IVP，血管撮影などで腎腫瘍を疑われ当科へ紹介され

た，全経過を通じて，血尿，排尿異常，発熱などは認

めていない．              ，s

 現症：体格，栄養は中等で，眼瞼結膜および舌には

異常を認めない．右腎は触知しないが，左証は下極を

わずかに触知し，ごく軽度の圧痛が認められた．その

ほか尿管走行部，膀胱部には異常は認められない．

 入院詠出検査成績：血色素75％，赤血球数406 × ！04

／mm3，白血球数4600／mm3とやや少ないが白血球像

には異常を認めない，血小板数134×103／mm3，出血

時聞1分30秒，凝固時間開始6分30秒置完了14分

30秒，尿はわら黄色で蛋白（一），糖（一），ウロビリ

ノーゲン（正），沈渣では赤血球0～1／1VF，白血球

2～3／1VF，細菌（一）．肝機i能検査では血清総蛋白：量

7．4g／d1， A／G比1．46，血清蛋白分画（セルローズ

アセテーb法）はアルブミン59．3％，α「グPプリ

ン5．1％，α2一グロブリン6．8％，β一グロブリン8．5

％，γ一グロブリン20．3％，黄疽指数4単位，ZTT 7．8

単位，TTT 2．4単位，アルカリフォスファターゼ

（Bessey－Lowry）1．5単位， GOT 18単位， GPT 14単

位，LDH 321単位．血清電解質はNa 140 mEq規，

K4．3mEq／E， Ca 4．8mEq／量， C1103 mEq／£，無機

燐3．4mg／d2．腎機能検査でBUNll mg／d£，血清

クレアチニン1．1mg／d2， PSP 15分値43．0％，120

分値82． 5％，濃縮試験最高比重1031．血清梅毒反応

（一），CRP（一），血漿フィブリノーゲン量255 mg／

d2．赤沈値1時間23mm，2時間45mm．血圧は
118／76mmHgであった．

 X線学的検査：自由恥部単純撮影では結石陰影など

の異常所見は認められずIVPでは両側とも機能は正

・常であり，形態的には右腎はほぼ正常であるが，左腎

は三二腎杯像が全体にやや小さく，下腎杯描出不良で

上方へやや偏位している，またネフログラムはやや大

きく，ことに下部の増大が著明である（Fig．1）． DIP，

DINでもほぼ同所見であるが，陰影欠損像や積極的に

腫瘍を疑わせる所見は認められない．PRPで右腎周囲

への酸素（800m晃注入）の進入は良好である．左側

は後腹膜腔への酸素の進入は認められるが腎周囲への

進入はほとんど認められない．この所見は断層撮影で

いっそう明瞭となる（Fig．2）．大動脈撮影では右腎動

脈およびその分枝は正常である．いっぽう左腎動脈は

やや太く，左腎下極に腎の約1／3を占める約6x6cm

の範囲にわたって，いわゆるpoolingで代表される

腫瘍血管が描出され，その中に鳩卵大卵円形のaneu－

rysm様陰影があり，そのほか大小種々のaneurysm

様pooling陰影が認められる．この卵円形の陰影の描

出は造影剤注入より1，0秒後に出現し，時間の経過と

ともに淡くなり，8．0秒後に消失していることから考

えて拡張した血管腔と思われる（Fig．3），以上の所見

は選択的腎動脈撮影でいっそう明瞭となる（Fig，4）．

これらの腫瘍血管，ことに卵円形陰影はGrawitz腫

瘍に通常みられる血管焔魔流量の所見とは異なり

anglomaを疑わせる所見である．同時に施行した

pharmacoangiographyで腫瘍血管の収縮は全く認めら

れない（Fig．5）．さらに血管陰影以外の下田部は上品

の正常部に比し異常に透明な印象を与える．なお著明

な動静脈吻合は認められない．腎シンチグラムでは左

腎下士部に，血管撮影の所見とほぼ一致した境界不鮮

明な欠損像が認められる（Fig．6）．

 手術：以上より左腎悪性腫瘍もしくはangiomaの

疑いで，1972年3月10日GOF全麻下，左経腹膜的

弓摘除術を施行した．腎周囲は線維性癒着が強く，こ

れは腎被膜外への出血によるものと考えられた．ゴ

 摘出腎血管造影：摘出腎に対して摘出腎動脈撮影

（Fi g．7），および腫瘍部のmicroangiography（Fig，8）

をおこなったが，術前に施行した血管撮影とほぼ同所

見であり，microangiographyでは，著明な血管増生

の所見が認められた．

 摘出標本の病理組織学的所見：摘出腎は腫瘍を含め

重量 260 g，大きさは12。5x6．5×4。5cmで，腎下話

に4．5×4．5x4．5cmの結節状腫瘍がみられる．割面

（Fig．9）では腫瘍は限局性で，腎被膜直下lcあり外方

へ隆起し実質へも拡大し，実質を圧排し，多少分葉

状．色調は摘出腎動脈撮影をおこなったため多少変化

しているが黄色～灰黄色～灰白色と単調である．腫瘍

の前面よりに小指頭大の拡張した血管腔を認め（この

血管腔は，」血管撮影で描出された卵円形陰影に一致す

るものと考えられる），また多くの小血管も認められ

る．腫瘍部の腎被膜周囲にさまざまな出血があり，同

部は線維性に肥厚している．その他の腎実質，腎孟，

腎杯には著変は認められない．組織学的には，腫瘍は

腎被膜直下から存在し，腎実質を圧排増殖し，実質と

の境界は明瞭であるが，両者の間には被膜は存在しな

い．大部分は脂肪織から成るが，ところどころとくに

周辺部に血管の病訴と平滑筋の増殖がみられる．脂肪

織は脂肪細胞が大小不同で脂肪芽細胞を認め高分化脂
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Fig．4．選択的腎動脈撮影

Fig．5． pharmacoangiography：腫瘍血
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Fig．6．腎シンチグラム：左腎下調部に陰影欠損

    像が認められる
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Fig．7． 摘出腎動脈撮影

Fi g．8．腫瘍部のmicroangiography：血管増生

    を主とした血管腫を考えさせる所見が認

    められる
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Fig．9．摘出標本（割面）矢印は腫瘍部を示す

”xl

Fig． 10． 組織像（H－E染色，100×）：脂肪細

胞が大小不同で脂肪芽細胞が認められる

Fig．11．組織像（H－E染色，100×）：血管の

    集籏と平滑筋の増殖がみられる

肪肉腫を示している（Fig．10）．集籏血管は動，静脈

あるいは細血管より成り，血管腫の像を呈する．かか

る血管を囲み，またさらに周囲へ拡大し，平滑筋細胞

の増殖が認められ，細胞は大きく，核の大小不同，巨大

濃染核など，異型性がかなり著明で平滑筋肉腫を疑わ

せるが，その重要な所見とされている核分裂像が全く

みられないので，肉腫と分類できない（Fig．11）．以

上より腫瘍は肪肪組織，集籏血管，平滑筋組織より成

るangiomyolipomaの所見で，その一部の脂肪組織が

悪性化したangiomyoliposarcomaと考えられる，

 術後経過：術後，抗腫瘍化学療法としてMMC，

Endoxanの併用療法をおこなったが，途中白血球，血

小板減少強く中止のやむなきに至った．しかし術後5

ヵ月現在，局所再発，遠隔転移も認められず，経過は

順調である，なお皮膚，眼底，骨，脳などにはtuberous

sclerosisを考えさせる所見は認められなかった．

考 察

 腎悪性腫瘍の中で腎肉腫は比較的まれなものであ

る．本邦における報告例は1935年西1）が本邦例36例

について報告しているが，1960年磯部2）はこのうち一
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部を再検討し，さらに症例を追加して計59例につい

て，頻度，症状発現より治療までの旧聞，年令，性

別，罹患側別，臨床症状，診断などについてくわしく

検索している．そのこも白神（1965）3）が10例を追加

し，田代ら（1970）4）がさらに集計し計96例について

組織学的に分類している．そのこ著者の調べたところ

では湯沢ら（1970）5）の2例，南ら（1970）6），鈴木ら

（1971）7），宮川ら（1971）8），狩野（1971）9），福岡ら

（1972）10）の各1例の報告がある．そのうち組織学的に

angiomyoliposarcomaと診断された報告はなく，類似

の組織診断として杉村（1964）11）のhaemangioli－

pomyosarcomaの1症例報告があるのみである．しか

し腎肉腫についての名称および分類はかなり混乱して

おり，報告者によりまちまちであるのが現状である．

 ところで腎に発生した結合織性腫瘍はhamartoma

もしくはhamartomatous tumorとも呼ばれ，また

angiomyolipoma12’v19）， lipomyohemangioma20）， angio－

lipomyoma21）， angiolipoleiomyoma22）など種々の呼

称があるが，angiomyolipomaの名称が用いられるこ

とが最：も多い．本邦でも野中ら（1969）23）がangio・

myolipQmaの自験例3例を加えた：本邦例！9例につい

て報告しているが，そのこも田上ら（1970）24），水本ら

（197ユ）25）の報告が散見でぎる．腎のangiomyolipoma

はがんらい良性腫瘍であり，多くは腎．皮質外側もしく

は腎被膜付近に発生する．しばしばtuberous sclerosis

に併発し，他臓器のhamartomaといっしょに発生す

るともいわれ，Mcolten（1942）26）によれば，この竪

琴の50～80％はtuberous sclerQsisの患老に発見さ

れるという．なおtuberous sclerosisはBourneville－

Pringle氏病とも呼ばれ，皮膚症状としてのadenoma

sebaceum，てんかん，精神障害や眼，腎，骨などの臓

器に腫瘍性病変を有する疾患とされている27）．

 angiomyolipomaの組織学的特徴は，成熟脂肪細胞

とともに，肥厚した壁を有し，ときには蛇行した血管

の増生があり，しばしばangioma’様配列を示し，こ

れを取囲むようにして。・11ar状に平滑筋細胞がみら

れ，脂肪織内へ索状もしくは隔壁状に進入している所

見とされている15）．ふつう腎実質は軽度の圧迫萎縮が

認められるのみであり，血管成分，平滑筋成分，脂肪

成分はいずれも良性の像を示すとされている．しかし

まれtrこは悪性化するとも報告されている．

 angiomyolipomaをhamartomaとみなし，その発

生原因を探求しようとする考えがある，Perowら

（1960）28）はsimpleなもの，あるいt＊ complexなもの，

また単発性もしくは多発性のものであろうと，さらに

腎にのみ発生したものまたはtuberous・clerQ・i・に併
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発したものであろうと，そのhamartial originは同

じであると述べている．その理由として，腫瘍被膜の

欠如，その構造の複雑性，緩慢な発育，比較的良性で

あること，さらにtUberous sclerosisの例に認められ

るように他臓器に併発した腫瘍の類似性をあげ，本腫

瘍はcongenital defectもしくは局所性のmaldeveloP－

mentの可能性が強いと述べている． KlapProth ら

（1959）15）もangiomyolipomaは真性腫瘍ではなく単な

る良性のdevelopmental errorであり，本腫瘍の悪性

化は考えられないとの立場をとっている．そのほか，

腎のみに発生がみられたangiomyolipomaはtuberous

sclerosisのいわゆるe’formes frustes”を有している

のではないかとの意見もあるが，問題の多いところで

ある．

 Priceら（1965）14）は，臨床症状を呈した腎⑤

angiomyolipo皿a 30例の臨床所見および病理組織所見

のなかで，腫瘍は単発，多発にかかわらず，脂肪組

織，平滑筋，血管および間質支持組織より構成されて

おり，これら組織成分の構成は個々の症例によりかな

り異なるとし，そのうち13例は悪性と考えられると述

べている．その内訳は飾rosarcoma 3例， liposarcoma

3例，lei・my・satc・ma 2例， malignant皿e・en・hy・

皿oma 4例， rhabdomyosarcoma 1例であったと記載

している．これらのsarcomaの名称は多種成分より

構成された腫瘍のうち悪性化の顕著な成分のみを主に

した考えによるものと思われる．またangiomyoli－

PQmaの悪性型を診断する基準として，1）腫瘍は多発性

または両側性，あるいはその両者のことがあること，

2）平滑筋細胞には大き．さや形の変化，核濃染性，細胞

分裂像および異型巨細胞がみられること，3）腫瘍の静

脈内侵襲がみられること，の3項目を掲げ，このうちひ

とつもしくはそれ以上満足したときに悪性と診断した

と述べている．しかしこの診断基準はfibrosarcoma・

liposarcomaなどの診断にさいして必ずしも適切とは

いえないのではないかと思われる．

 Berg（1955）29）は腎のangio’lipomyosarcoMa（malig－

nant hamartomatous angiolipomyoma）の症例報告

のなかで，良性のangiomyolipomaとの関係で従来

より報告されてきたsarcomaの痒例のなかtrこは，とき

にはその病理組織学的診断の明確さに欠けるものがあ

ると述べ，その具体例としてliposarcoma30，31）およ

びangiosarcoma32）の症例を掲げている． Bergの症

例はangiomyoliposarcomaとしての結合織性成分を

すべて包含し，各組織成分はそれぞれ血管内および腎

実質内へ浸潤しており，ことに平滑筋細胞にその傾向・

が著明であったとして，この腫瘍に対してangiolipo一
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myosarcomaの組織診断を下している． Bulkleyら

（1957）33）は，組織学的に多数の細胞分裂像，著明な異

型性および濃染性を有する平滑筋組織を包含し，同時

に比較的よく分化した脂肪細胞および壁の肥厚した血

管腔が認められる腎の腫瘍に対してlipoleiomyosarco－

maとの組織診断名を付している，．

 Burkitt（1949）34）は腫瘍の主構成成分が脂肪組織で

あり，それに血管成分および平滑筋組織の悪性増殖が

加わった腎の腫瘍に対してe’1ipo・angiolei6myosarco・

皿a” ﾌ名称で報告している．Hartveitら（1960）21）

は腎に発生したangiolip6myomaについて，主として．

平滑筋細胞が悪性化，すなわち肉腫化した所見が認め

られたとするangiolipomyosarcomaの1症例を報告

している．すなわちangiolipomyomaは，脂肪，血管

および平滑筋細胞成分の3つのelerpentより構成さ

れるところの混合性腫瘍であり，その一部が悪性化し

たものとする組織診断名である．著老の症例の組織診J

断名はHartveitらの考え方に匹敵するものといえよ
う．

 以上外国文献を中心に若干の考察をおこなってきた

が，腎はその発生学的複雑性のためもあり，腎に生ず

る腫瘍は多種多様である．したがって腎肉腫に対する

組織診断も複雑となり，その分類は混乱せざるをえな

いうらみがある．しかし近年は組織発生母地的な観点

からの分類が多くおこなわれる傾向にある．Allen12）

は，腎の悪性腫瘍をつぎのごとく分類している．

 1） Adenocarcinoma（Grawi亡z亡umor）

 2） Wilms’ tumor

 3） Fibrosarcoma

 4） Liposarcoma

 5） Leiomyosarcoma

 6） Angiosarcoma and other compounded sar．coma

 7） Metastatic tumors

 1）～7）のうちいわゆるmesenchymalなものは3）～

6）で，本症例を該当させるとすれば6）にはいるが，考

え方によっ」（は1iposarcomaとも呼称されよう．しか

し著者はangiomyolipomaが肉腫化したとの考え方に

基づき，前例はangiomyoliposarcomaと称したほう

が適当であると考える．

 つぎに臨床症状について記述する．本症例の唯一の

症状は，左側腹部の心痛様発作である．全経過中，肉

眼的および顕微鏡的血尿は一度も認められていない．

前述したごとくPrice14）は， tuberous sclerosisを伴

わないもので臨床症状を有する30例のangiomyo－

lipoma（悪性化を認めた13例を含む）の臨床症状に

ついて記載しているが，うち10例は突然の激しし．・側

腹部痛を訴えている．とくに急激な体面時もしくはご

く軽度の廃部の打撲にて発症した3例を報告している

が，本症例も就寝時寝がえりをうっただけの誘因で発

症していることと考え合わせると興味ぶかい．これら

の藩論は手術所見，剖検所見により腎周囲，腹腔内も

しくは腫瘍内への多量の出血によるとされている．本

症例も腎被膜外に新旧いろいろの出血が認められてお

り，寝がえりをうったという些細な原因で出血をきた．

し，左側腹部疵痛を認めたものと考えられる．そのほ

か長期にわたる豊中の鈍痛，1血尿，発熱，腎腫瘤の触

知な1 ﾇがあげられているが，血尿の頻度が30例中6

例と20％にしか認められていない．KlapProth15）も，

19例のtuberous sclerosisを伴わないangiolipomyoma

の症状について記載しているが，腹痛，血尿，発熱，

無症状の順であり，血尿を認めたものは7例とその37

％にとどまっている． DCampbeliら（1970）35）がGra－

witz腫瘍で症状を呈した患者のうち60％に血尿が認

められると記載していることと考え合わせると，その

血尿の頻度の少ないのが一つの特徴といえよう．

 本症の診断はかなりむずかしい．ことにGrawitz

腫瘍との鑑別診断はtuberous sclerosisに伴うものは

別として，実際にはきわめて困難である．摘出腎の病

理組織学的検索によってはじあて本症と診断されるの

が現実であろう．ただ本症例は，血管撮影の所見で術

前からGrawitz腫瘍とは異なる印象を受けたので，

旧例の血管撮影像について若干考察してみる．angio－

myolipomaに腹部大動脈撮影が施行された症例は数

多く報告されているが，選択的腎動脈撮影を施行され

報告された症例は多くない．Kh三lnan三ら（1961）36）

によれば，腹部大動脈撮影の所見からはGrawitz腫

瘍との鑑別診断は困難であるとされている．いっぽう

Viamonteら（1961）37）は，選択的腎動脈撮影をおこ

なえば鑑別可能であると述べている．すなわち類例に

も認められたように，Grawitz腫瘍と異なり動脈相の

早期からhypervascularityを認め，葉間もしくは小葉

間動脈に由来する小さいaneurysm様pQolingが出

現し，動静脈吻合を思わせる静脈相の早期出現はみら

れない特徴があると述べている．ただし本例は24×19

mmの大きさの卵円形のaneurysm様poolingから

小poolingまで種々の大きさのものを認め，摘出腎動

脈撮影および組織学的検査によりこれらの陰影は拡張

した血管腔であることを確認している．さらに高島

ら（1969）38）は，前述の所見とともに脂肪組織を思わ

せる異常透明部位をも含あてX線像が全くにぎやかす

ぎるという印象もたいせつであると記載しているが，

本症例もこれに該当するものと考える．また本例は
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pharmacoangiographyを施行したが，腫瘍血管の収縮

は全く認められなかった．1964年Abrams39）が

Grawitz腫瘍にpharmacoangiographyを施行し，正

常の腎動脈分枝はアドレナリンによく反応して収縮す

るのに対して，腫瘍血管は収縮しないと報告していら

い，本法は腎腫瘍の良性と悪性の鑑別診断に有用であ

るとの報告が多い．しかしそのこKahnら（1967）40），

Caroら（1969）41）により腎の炎症性疾患でも悪性腫瘍

と同じ所見が認められると報告されている，がんらい

良性腫瘍であるangiomyolipomaにおいても血管収縮

が認められず，Grawitz腫瘍と同じ態度を示すと報告

されている38・42）ことなど考え合わせると，腎腫瘍の

良性悪性の鑑別診断法として，pharmacoangiography

は従来いわれたほど有用性は高くないと思われる．

結 語

 49才女子にみられたtuberous sclerosisを伴わない

腎肉腫（angiomyoliposarcoma）の1例を報告すると

ともに，組織診断，症状，血管撮影像を中心に若干の

文献的考察を加えた．

 稿を終わるに当り黒田恭一教授のご指導， ご校閲を深謝い

たします．またX線写真読影に関してご助言をいただいた亀

田講師に感謝いたします．

 なお本論文の要旨は第22、回日本泌尿器科学会中部連合地方

会で発表した．
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