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切除した小腸原発性悪性 リンパ腫 5例 を対象に,臨 床病理学,免 疫組織学的検討を行った。性711は

411,手 術時平均年齢は62.2歳,病 悩期間は平均3.3か月であった。臨床症状は腹痛を全例に認めた

が,悪 性 リンパ腫に特異的な症状はなかった。発生部位は空腸 1例 ,回 腸 4711,肉眼型は漬瘍型 3711,

動脈瘤型 2例 で,腫 瘍径は全例4cm以 上 (平均8.Ocm)と 大きく,多 発症例は 2例 あった。免疫組織

学的検索では全例 B細 胞由来 リンパ腫で,こ のうち,2例 に腫瘍細胞質内に免疫グPブ リン局在を認

め, 1例 は IgGえ型, 1例 は IgMえ 型であった。腫瘍径と予後の関連性は見出せなかったが,深 達度,

リンパ節転移,進 行度との関連性は示唆できた。

索引用語 :小腸悪性リンパ腫,腸管悪性リンパ腫,小腸悪性リンパ腫瘍の予後,小腸悪性リンパ腫瘍の免疫組織

I. は じめに

原発性小腸悪性 リンパ腫(以下,小 腸 ML)は 比較的

早く増悪傾向を示す疾患で,従 来より予後を左右する

因子としては多発病変,腫 瘍の大きさ,組 織学的進行

度などが考えられていた
1レ)。しかし,最 近の免疫学的

検査法の進歩,特 に各種モノクロ
ーナル抗体による解

析での免疫学的特徴が重要な予後因子の
一つとして注

目を浴びるようになってきため,そ こで本稿では切除

した原発性小腸 MLの 臨床病理学的 ・免疫組織学的特

徴,予 後などについて検討した。

II.対 象と方法

昭和51年 1月から昭和63年12月までの過去13年間に

<1989年 5月 8日受理>別 刷請求先 :磯  篤 典

〒651 神戸市中央区篭池通 4-1-23 神 戸労災病

院外科

切除 した小腸 ML 5例 を対象 とした。診断基準は

Dawsonら りに準じ,肉 眼分類はWroodめの分類で,組

織学的分類は Lymphoma Study Group(以 下,LSG)

によるLSG分 類的に従い記載した。腫瘍径は最大径を

もって表わし,深 達度は胃癌取扱い規約
のの深達度分

類に準じ,病 期分類は Naqviら
めに従い I～ IV期に分

類した.腫 瘍細胞の免疫組織学的検討はモノクロ
ーナ

ル抗体の抗 Bリ ンパ球抗体 (L26:DAKO社 ),抗 T

リンパ球抗体(MTl:Blo‐ Science社 ),抗 免疫グPブ

リン抗体 (IgG・M・A,χ 鎖,え 鎖 :DAKO社 )を 用

いてホルマリン固定組織で酵素抗体法(以下,PAP法 )

を試みた。

III.結   果

便港血反応は全例陽性であった。腫瘍マ
ーカーは 1

例に immunosuppressive acidic protein(以下,IAP)
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の軽度上昇 を認めた以外 には c a r c i n o e m b r y o n i c

antigen(以下,CEA)や carbohydrate antigen 19‐9(以

下,CA19‐9)な どの腫瘍マーカーの上昇をみた4/1はな

く,血 液像および諸種の血液化学校査でも何ら異常値

を認めなかった。術前の腸透視,computed tomOgra‐

phy(以 下 CT),angiographyな どの画像診断にて小

腸 MLと 確診しえた症例は 1711もなく,全 frl粘膜下腫

瘍の診断のもとに開腹切除し,術 後の切除標本にて小

腸 MLと 確診した。なお,既 往歴にはいずれの症例に

も自己免疫疾患を認めなかった。

1.性 別,年 齢,病 悩期間

性別は男性 4例 ,女性 14/1,手術時年齢は18～87歳,

平均62,2歳であった。 54/1の病悩期間は 2か 月～6か

月,平 均33か 月であった (表 1).

2.臨 床症状

臨床症状は 5例 ともに腹痛 (100%)を認め,以 下便

秘 (80%),腹 部腫瘤 (60%),発 熱 (60%), イレウス

症状(60%),そ のほかに全身俗怠感,体 重減少,腹 膜

炎症状,悪 ″ら,嘔 吐などがあった (表2).

3.発 生部位,肉 眼型,病 変数

発生部位は空腸 1例 (20%),回 腸 4例 (80%)で ,

空腸に発生した 1例 には Trettz観帯より肛門側約30

cm～ 50cmの 部位に計 3個 の多発病変を認めた。また,

回腸病変はすべて Bauhin弁 より約40cm以 内に存在

し,そ の 1例には計 6個 の小さな潰瘍病変を認めた。

肉眼型は漬瘍型 3例 (多発 1例 ),動 脈瘤型 2例 (多発

1例 )で 潰瘍型の 14//11に穿孔を,動 脈瘤型の 1例は隣

接する腸管腔と連続した空洞を形成していた (表3).
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表 1 性 別,年 齢,病 悩期間

表 3 発 生部位,肉 眼型,病 変数

表 4 病 理学的および免疫組織学的所見

写真 1 症 例 3(HE染 色,×400)

4.病 理学的所見と免疫組織学的検討

表 4に 病理学的所見と免疫組織学的所見をまとめ

た。組織学的所見では全4711びまん性 リンパ腫で,中 細

胞型 1例 (症4712),混合型 2471(症4211, 4),大 細

胞型 24/1(症例 3・写真 1,症 例 5)で あった。

抗 Bお よび抗 Tリ ンパ球抗体による細胞表面マー

カーの検索では 5711とも抗 Bリ ンパ球抗体陽性,抗 T

リンパ球抗体陰性であり明らかに B細 胞由来の リン

パ腫であることが半」明できた(写真 2, 3).免 疫グロ

ブリンの染色態度は 5例 中 4例 が陽性であり,モ ノク

ローナルパターンを示した。そのうち, 2例 (症例 1,

5)は 強陽性に細胞質の免疫グPブ リンが染色され,

症4211はIgM,え 型であり,症 例 5は IgG,え 型 (写

表 2 臨 床症状

腫嬉形成型

漬 海  型

動 脈 磨 型

狭 窄  型
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写真 2 抗 Bリ ンパ球抗体陽性(症例 3)(PAP法 ,×

200)

写真 3 抗 Tリ ンパ球抗体陰性(症例 3)(PAP法 ,×

200)

写真 4 抗 え鎖抗体陽性 (症例 5)(PAP法 ,×200)

真 4)で あった。一方,残 りの 2例 (症4112, 4)は

IgMだ けが淡 く陽性であ り,陽 性細胞 として確信を

持って半」定できなかった,よ って,腫 瘍細胞質内に免

疫グPブ リンの局在を確実に認めたのは 5471中2例

(40%)で あった。

5。腫瘍径,組 織型,深 達度, リンパ節転移と予後

表 5 腫 瘍径,
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深達度, リンパ節転移と予後

2    3    4    5 ( 年)

腫瘍径が3.9cm以 下のものは零で,全例4.Ocm以 上

で,最小4.5cm,最大15.5cmで平均8 5cmと 大きなも

のが多かったが,予 後との関連性は見出せなかった。

各組織型と予後との関連性では大細胞型の 1例は急激

な増悪傾向を示し術後30日目に死亡し,中 細胞型が比

較的緩徐な経過を示し,術後 3年 4か 月日に死亡した。

壁深達度は ss 2例,se 3例で,se 3例中 2例 は 1年以

内に死亡した。 リンパ節浸潤と予後の関係ではリンパ

節浸潤陽性 34/1中24/1は1年以内に死亡した (表5).

6.外 科的治療,補 助化学療法と予後

5例 中腸間膜所属 リンパ節の郭清を伴った治癒切除

は 2例 (40%)の みであった,症 例 1は多発例で主病

巣の穿孔とリンパ節浸潤を認めた Stage IIIの症4/1で

あり,高 齢者で穿孔性腹膜炎を伴った high risk症例

であったために可及的な病巣切除を行った。術後補助

化学療法として COPP(cyciophosphamide,oncovin,

procarbazine,prednisone)を2ク
ール投与したが術

後 1年で再発にて死亡した。症例 2は 回腸末端に限局

しリンパ節浸潤陽性の Stage IIで,治 癒切除を行い,

COPPを 4ク ール投与したが,術 後 3年 4か 月日に本

疾患の再発にて死亡した.症 例 3は回腸末端に存在し

た動脈瘤型の腫瘍で盲腸から上行結腸が
一塊となった

多発4/1で,後 腹膜に浸潤し,腸 間膜 リンパ節および腹

部大動脈周囲リンパ節に多数の浸潤を認め,進 行度は

Stage IIIであった。この症4211に対しては病変部の可及

的切除をめざし回腸部分切除と右半結腸切除を施行し

たが,術後の COPPに よる補助化学療法中に消化管出

血の合併とdisseminated intravascular coagulation

(DIC)に陥 り術後30日で死亡した直死例であった。症

例 4は後腹膜に浸潤し, さらに副腎に遠隔転移を認め

た Stage IVの症例で回腸部分切除を施行した.術 後

CHOP(cyclophosphamide, hydroxyldaunomycin,

oncovin,prednisone)を投与し,CT上 一時的に副腎

転移巣の縮小傾向を認めたが, 2ク ールロに消化管出

組織型,
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表 6 外 科的治療,補 助化学療法,進 行度,予 後

年い ・笹 行    式 注行度 椅助8法
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血を合併し,術 後 6か 月現在 CTに て脳転移を認めて

いる。症例 5は 回腸末端部に主病変である漬瘍が存在

し,盲 腸壁へ浸潤していた。広範囲の腸管切除と腸間

膜 リンパ節郭清を行ったが,術 後の病理診断にて リン

パ節浸潤は陰性であった。術後に CHOP‐Bleomycin

の投与を 4ク ール施行した (表6).

I V . 考 察

消化管悪性 リンパ腫は進行例が多く予後不良な疾患

とされているが,最 近の免疫組織学の著しい進歩によ

り,腫 瘍細胞の生物学的特徴が徐々に明らかにされる

とともに治療面での臨床応用が注目を浴びるように

なってきている。

1)臨 床的特徴

小腸 MLの 発生頻度は一般に胃に次いで多いとさ

れ,Freemanら りによる集計では胃346例,小 腸110例,

大腸82例の順で,Loehrsら 1いの100例の統計でも同様

の傾向であり,癌 を含めた小腸悪性腫瘍に占める小腸

MLの 頻度は27.3%～ 68.2%1'～13)とされている。

男女比は 2～ 311り 1つと男性に多いとされ,自 験

例では 4:1で あった。発症年齢は一般に40歳～50歳

代に peakを 持ち若年者にも幅広い分布を示す とさ

れ,比 較的高齢者に偏る胃MLと 果なる傾向を持つと

されている1019.

自験例では18歳～87歳と幅広く分布し,平 均62.2歳

であった。小腸 MLが 若年者に多い理由としては小腸

MLの 好発部位である回腸末端が本来よリリンパ小節

の発達した臓器であり,反 応性に細網組織が発達する

胃などと腫瘍発生機序が果なることがあげられる。

病悩期間は 2か 月～ 6か 月 (平均3,3か月)と短かく

早期増悪傾向を示していた。0′Rourkeら 1いの179例の

統計でも平均 2か 月 (7時 間～ 2年 )と 同様の傾向を

報告している。

臨床症状では全例に腹痛を認めたが,Lewinら
171の

統計でも腹痛が75%と 最も多く,次いでイレウス症状,

吐下血,便 秘,発 熱,腫 瘤触知と自験例の結果と大差

なかった。このことは腸管腫瘍病変の増大による症状

が主たる臨床症状であることを示し,他 種の小腸腫瘍

との鑑別に役立ちそ うな小腸 MLに 特徴的な臨床症

状はなかった。しかし,諸家
101的の報告によると注意す

べき合併症として穿孔や腸重積があげられており, 自

験例でも穿孔が 1例あり,臨 床症状や画像診断におい

て本症を診断するにあたり留意する必要があると思わ

れる。

病巣個数は Lewinら 171によると胃に比べて小腸

MLに 多発例が多く,Dawsonら 4)ゃFaulknerらlりな

どはその頻度を10%～ 21%と 報告しており, 自験例で

は 2711(40%)に 多発病変を認めた。腫瘍径に関して

Dragosicsら2のは28例中10例(35.7%)が8cm以 上の腫

瘍径であり,本 邦報告例による八尾ら21)の集計では10

cm以 上が25.2%を 占め,癌 腫に比べて大きな腫瘍径

を示す害J合が高率であると述べており, 自験例でも全

例4cm以 上で,最大15cmの 腫瘍径を示していた。発生

部位は Fuら 1)やFaulknerら1りなどによるとリンパ

小節に富む回腸末端に圧倒的に多く発生すると述べて

おり, 自験例でも回腸病変は 4例 (80%)で あった。

肉眼型はWoodめ によると動脈瘤型が最も多いと述べ

ているが,他 家
1レ)いの報告では一定の傾向を得ていな

い。一般的には漬瘍型は出血,穿 孔,痩 孔を,動 脈瘤

型は慶孔を起こしやすいとされ, 自験例では漬瘍型 3

例の内 1例 に穿孔を,動 脈瘤型 2例 の内 1例 に痩孔を

認めた。

2)免 疫組織学的特徴とその臨床的意義

抗 Bお よび抗 T抗 体を用いた腫瘍細胞表面抗原の

検索では全 5例 が B細 胞由来で,諸 家3ンの2の2めの検討

でもそのほとんどが B細 胞由来である。このことは小

腸 MLの 大部分は腸管粘膜から粘膜固有層にかけて

存在するリンパ小節内の B細 胞の腫瘍化による疾患

であることを示し,小 腸 MLの 大きな特徴とされてい

る。また,一 般的に消化管悪性 リンパ腫はモノクロー

ナルパターンを示すと言われており20,自 験例も免疫

グPブ リン陽性例はモノクローナルパターンを示して

いた。悪性 リンパ腫 の類似疾 患 で あ るr e a c t i v e

lymphoid hyperplasia(RLH)はポ リクローナルパ

ターンを示すとされており2り,その鑑別に利用できる。

腫瘍細胞質内に免疫グPブ リンの局在を認めた頻度

は Saraga2047.1%,Dragosicsら2い59.0%と 報告して

おり自験例では 5例 中 2例 (40%)で あった。免疫グ

ロプリンの軽鎖は新沢ら2фによると100%が え型と述
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べ,一 方,SeOら
2ωは88.9%が χ型であったことを報

告しており統一した見解はない。 自験例では 2例 とも

λ型であった。重鎖は今回の検討では細胞質の免疫グ

, ブ リン陽 性 2 4 / 1 はI g G とI g M であった が,

Dragosicsら 2いの統計では腸管 MLの 免疫グロブリン

陽性 9例 中 5例 (55.5%)が IgC, 4例 (44.4%)が

IgM, 1例 (11.1%)が IgAで あり,中 村めの統計では

IgG 2例 (50.0%), IgM l例 (25.0%)IgA l例

(25.0%)と IgGが 多くIgAが 少ない傾向にあった。

これらの免疫組織学的検討の臨床的意義として,1)

腫瘍細胞出来の決定,2)腫 瘍細胞の特性の解明,3)悪

性度判定の指標などが挙げられる.特 に 1)や 2)に

ついてはリンパ球系の分化成熟過程が明らかにされ腫

瘍細胞由来の決定およびその特性が明らかになり診

断,治 療に応用できる。 3)に ついて中村ゆは免疫組織

学的所見と予後の検討を行いグロブリン陽性例の 5年

生存率40。1%,陰 性例の 5年 生存率47.4%と 両者に差

を認めなかったと報告している。一方,Seoら
2いによれ

ば免疫グβブリン陽性例の 5年 生存率が85.5%と 良好

であったのに対しリゾチーム陽性例の 5年 生存率は

0%,両 者とも陰性例では26.2%と 予後不良であった

ことを報告している。 こ のように免疫グFブ リンの細

胞内局在の有無と予後との関連についてはいまだ一定

の見解が得られていないが,免 疫グロブリンの細胞内

局在の有無はその腫瘍の生物学的特異性を表現するも

のであり腫瘍悪性度との関連性が充分に示唆できる。

さらに最近の報告ではモノクローナル抗体 Ki‐67を用

いた増殖分画の評価がなされており
2の20,今

後臨床的

悪性度判定の有力な指標になると思われる。

3)予 後因子と治療成績

Fuら 1)は小腸 ML 179例 の検討から,予 後を左右す

る重要な因子として肉眼型,腫 瘍径,組 織型, リ ンパ

節浸潤,穿 孔または穿通の有無,病 巣個数をあげてお

り,その後の諸家分
lい1のの報告でもほぼ同様の項目につ

いての予後検討がなされている。

病巣個数と予後について,多 発例は単発例に比して

病理学的に所属 リンパ節浸潤を証明される場合が多

く,ま た再発傾向が強いとされている。中村らのは多発

例の 5年 生存allが8711中 1例 で単発例の 5年 生存例12

例中 4例 に比して予後不良であったと述べ, 自験例で

も多発 2例 (症例 1, 3)は リンパ節浸潤を認め,術

後 1年 以内に死亡している.腫 瘍径と予後の関係につ

いて Fuら 1)は腫瘍径が10cm以 上を呈した 34711すべて

が早期に死亡したことから,腫 瘍径と予後の相関性を
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示唆しているが,自験4/1ではこの傾向を認めなかった。

ただし,最 大腫瘍径 (15.5cm)を呈した症例 4は 副腎

に転移を認め,他 症4/1に比べ高度進行例であった。Fu

ら1)はさらに肉眼型と予後の関係について,漬 瘍型や

狭窄型が全例原病死しているのに対して,腫 瘤形成型

は12例中 9例 が生存または他病死であったことから,

腫瘤形成型が他の肉限型に比べて良好な経過をとる傾

向があることを指摘している。また,中村"はそれぞれ

の肉眼型の 5年生存率を腫瘤形成型90.0%,動 脈瘤型

539%,漬 瘍型42.9%,狭 窄型16.2%と報告している。

LSG分 類ではびまん性 リンパ腫を濾胞性 リンパ腫

よりも高悪性度に分類し,な かでも小細胞型,中 細胞

型より混合型と大細胞型を高い悪性度に位置付けてい

る。自験例では全例びまん性 リンパ腫であり大細胞型

は術後急性増悪傾向を塁し死亡し,他 症例よりも予後

が極めて不良であった。諸家
1レンゆの報告でもびまん性

リンパ腫の予後は濾胞型 リンパ腫に比べ,不 良である

ことは一致している.また,Dragosicsら
2いの working

formulationの分類でも,小 細胞型や中細胞型に比し

て大細胞型の生存率が低率であったと報告している。

一方, リンパ肉腫 と細網肉腫の予後について Loehr

ら1のは リンパ肉腫の 5年 生存率が55%で あるのに対

し,細 網肉腫では20%で あったとし, さらに本邦の予

後不良報告例の大半が細網肉腫であり,組 織型と予後

の関連性が示唆できる。壁深達度と予後について中村

らのによるとびまん性 リンパ腫のほとんどが ss以上の

壁深達度を示し予後不良であったのに対し,濾 胞性 リ

ンパ腫の多くが sm,pm症 例で予後良好であったとし

ている。自験例では全例びまん性 リンパ腫で ss以上の

高度壁深達であり同様の傾向であった。 リ ンパ節浸潤

は病巣個数や壁深達度と相関性を持ち,重 要な予後因

子であるといえ,Morganら
2いの報告によると,腸間膜

の所属 リンパ節内にとどまるものは所属 リンパ節を越

えるものより有意に予後が良好であったと述べてい

る。自験4/1では症例 5を 除いた 4症例にリンパ節浸潤

を認めたが症例 3は 腸間膜を越えて進展しており,そ

の予後は他の症例に比べて不良であった。これに対し,

症例 2は病巣が単発で リンパ節浸潤は腸間膜内にとど

まり,壁深達度は ssと組織学的に早期の症例であり,

他の症例と比較し予後は良好であった。いずれにして

も,単 に細胞学的悪性度のみならず細胞の発育形態に

よる穿孔,狭 窄などが複雑にからみあい予後に反映さ

れ,今 後の詳細な検討が待たれる,

本症の予後は不良で,小 腸 ML治 癒切除例の 5年 生
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存率は27.0%～ 33.6%ゆゆ3いで,そ の治療法に苦慮する

場合が多い。O′Rourkeら 1的は治癒切除を腸間膜 リン

パ節郭清を伴い,腫 瘍より腸断端までが5cm以 上の切

除症421と定義した上で,小 腸 ML 36例 に対して,21例

(58%)に 治癒切除を施行し, さらに治癒切除十放射線

療法を施行した症例の 5年 生存率が69.2%と 治癒切除

のみ施行した症T71の5年 生存率62.5%に 比べ良好で

あったことを示 している。Dragosicsら20)は消化管

ML 101例 の内61例 (58%)に リンパ節郭清を伴う治癒

切除を行い,非 治癒切除の 2年 生存率26%に 比し61%

と予後良好であったことを報告している。病巣の発生

はリンパ小節であり,そ の進展様式は粘膜下浸潤およ

びリンパ節転移で,組 織型もびまん性 リンパ腫が少な

くないことを考え合わせると,小 腸悪性 リンパ腫にお

いて腫瘍の切除とリンパ節郭清は予後の向上に必須条

件であると思われる.さらに,吉田ら31)によれば胃原発

悪性 リンパ腫に比べて小腸 MLは 外科的に槙治手術

のできる症4/1は少ないことを指摘しており,発 見時す

でに進行例が多く姑息的切除に終わることも少なくな

い。自験例においても5例 中 3例 が非治癒切除であっ

た。 さ らに坂井3カは消化管原発悪性 リンパ腫の根治手

術が可能であった症4/11でもその多くが全身的再発を起

こしてくることを述べ,そ の見地から術後の補助療法

が予後向上の大きな要因であることを示している。化

学療法に関 して多剤併用が有劾であるといわれ,

CHOP,COPPな どの 3剤 ないし4剤 併用療法が一般

的であり,津 森ら3ゆは化学療法を施行した効果半J定の

可能な症例 8例 の内 6例 (75%)に 有効例がみられた

ことを報告している。また,Contrearyら 3いは放射線療

法が予後の向上に有効であることを示し,浜 田ら3りは

これをうけて非治癒切除例に対しコバル ト照射および

リエアック照射を施行しCT上 腫瘍の縮小,消 失に顕

著な効果を認めた症例を報告している。

本疾患は系統的疾患であることに加えて小腸という

解剖学的特殊性を考慮し, リンパ節郭清を含めた積極

的な病変切除を中心とした手術と前述した補助化学療

法や放射線療法等の総括的な治療によりその予後はさ

らに向上すると思われた.

V.結   語

小腸 ML切 除4211の臨床病理学的特徴,免 疫組織学的

特徴,予 後について検討し以下の結論を得た。

1)性 別は 411と 男性優位で,手 術時平均年齢は

62.2歳であった。症状発現から初診までの病悩期間は

2か 月～6か 月 (平均3.3か月)と短 く,早 期進展性が

原発性小腸悪性リンパ腫の臨床病理学的ならびに免疫組織学的特徴  日 消外会誌 22巻  10号

示唆された。

2)臨 床症状は腹痛 (100%)が 最も多く,次 いで便

秘 (80%),腹 部腫瘤 (80%),発 熱 (60%),イ レウス

症状(60%)などで,小 腸 MLに 特徴的な症状はなかっ

ブt .

3)発 生部位は空腸 1例 ,回 腸 44/1で,回 腸病変は全

て Bauhin弁 より約40cm以 内に存在 した。肉眼型は漬

瘍型 3例 ,動 脈瘤型 2例 であった。腫瘍径は全例4cm

以上で平均8.Ocmと 大きなものが多 く,多 発病変は 2

例であった。

4)組 織型は全4711びまん性 リンパ腫で,中 細胞型 1

例,混 合型 24711,大細胞型 2例 であった。壁深達度は

ss 2例,se 3例 と深い深達度を示す ものが多 く,リ ン

パ節浸潤は 4421(80%)に 認めた。

5)抗 Bお よび抗 T抗 体 を用 いた腫瘍 細胞 表 面

マーカーの検索では全 5例 とも抗 B抗 体陽性で抗 T

抗体陰性であ り,B細 胞出来の リンパ腫 と判定できた。

6)54/1中 2例 の細胞質内に免疫 グPブ リンの局在

を認め, 2例 ともモ ノクローナルパターンを示 し,

IgGえ型 とIgMλ 型であった。

7)Stage Iと Stage IIの2例 に治癒切除を施行 し,

Stage IIIとStage IVの 34/1は非治癒切除に終わっ

た。 3例 に COPP療 法, 1例 に CHOP療 法, 1例 に

CHOP‐ BleOmycinを 施行 したが,進 行度の軽かった

Stage Iの症4/1の3年 4カ 月が最 も長期生存例であ り,

その予後は極めて不良であった。
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