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症例は21歳の男性.平 成 4年 8月 より味下困難,吐 血が出現し,平 成 5年 1月 8日呼吸困難のため

緊急入院.内 視鏡では食道入田部直下から白苔に覆われた易出血性の隆起性病変を認めたが生検では

壊死組織および真菌であつた。胸部 CTで は縦隔内に内部の不均一な腫瘤影を認めた,Open blopsyに

より,食 道の筋原性腫場が疑われたため1月26日,右 開胸開腹食道亜全摘経後縦隔胃管再建術を施行

した。Ao,N(― ),Mo,Ploで あった.切 除標本では,13,0×7.5×3.2cmの有茎性腫瘍で,組 織学

的に平滑筋肉腫と診断した。術後 3か月で右要部,上 縦隔,右 肺,右 胸膜に再発し化学療法と放射線

療法を行った。一部に効果も認められたが急速に増大し術後 6か月目に呼吸不全により死亡した。本

例は本邦における食道平滑筋肉腫報告例では最年少であり診断と治療を中心に考察を加えた。

Key word: lelomyosarcoma of the esophagus

はじめに

食道平滑筋肉腫は比較的まれな疾患であり,食 道悪

性腫瘍中0.5%前 後を占めるにすぎない1ル
1当 科では

食道悪性腫瘍手術症例730例中 2例 (1960～1992)で

0.27%で あつた。今回われわれは,本 邦報告例中最年

少 と思われる本症を経験したので,文 献的考察を加え

て報告する。

症  例

症例 :21歳,男 性

主訴 :呼吸困難

既往歴,家 族歴 :特記すべきことなし.

現病歴 :平成 4年 8月 悪心,嘔 吐,吐 血があったが

2週 間で軽快 した。その後次第に味下困難が増強し,

平成 5年 1月 6日 には呼吸困難 となり,耳 鼻咽喉科へ

緊急入院.気 管支鏡により,気 管膜様部が圧排され高

度の狭窄を呈していたため気管切開が行われた.消 化

管内視鏡による生検では,壊 死組織および真菌のみが

得 られた. 1月 18日頚部 より食道壁を一部切開し生検

を施行 した結果食道の筋原性腫瘍が疑われたため 1月

25日,手 術目的で当科に転科 となった。

入院時現症 :身長178.5cm,体 重52.6kg.貧 血を認

<1994年 4月13日受理>別 刷請求先 :出江 洋 介

〒113 文京区湯島 1-5-45 東 京医科歯科大学医

学部第 1外科

め,起 座呼吸の状態であつた。

入院時検査所見 :白血球12,000/mm3,cRP l十 で,

腫瘍マーカー (CEA,NSE,SCC,CA19‐ 9)は正常範

囲内であつた。

胸部単純 X線 所見 :正面像で上縦隔に腫瘍陰影,側

面像では気管を前方に圧排する巨大な紡鍾形の腫瘍陰

影を認めた (Fig.1).

食道造影 X線 所見 :腫瘍の辺縁に沿ってわずかに

造影剤は落下 し第 1斜位で腫瘍上部表面の凹凸が比較

的明瞭に描出された (Fig。2).

食道内視鏡所見 :入 田部直下から表面凹凸不整で厚

い白苔に覆われた隆起性病変を認めた。表面は脆弱で

易出血性であ りscopeは かろうじて通過 した (Fig.

3 ) .

胸部 CT所 見 :縦 隔内にenhanceさ れない腫瘤 を

認めた (Fig.4).

手術所見 :1月 26日,右 開胸開腹食道全摘,後 縦隔

経路咽頭胃管吻合再建術を施行 した。食道が大きく拡

張していたが,外 膜への浸潤はなく,気 管 との間も容

易に剣離できた.明 らかな周囲 リンパ節転移,胸 膜播

種は認めなかった。

切除標本 :12.5×7.5×3.5cmの 有茎性腫瘍で茎は

口側断端近傍に存在 した。表面は一部食道粘膜に覆わ

れているが,大 部分は壊死物質に覆われており,割 面
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Fig。 l Lateral view Ofthe

ical tumor(arrOws)in

tinum

chest showed the spher-

the posterior medias-
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Fig. 2 Right anterior oblique view with barium
swallow showed irregular filling defect just below
the entrance of the esophagus.

Fig. 3 Esophagoscopy revealed a intraluminal
tumor covered with fungous belaque. Fiberscope
did pass beyond the tumor, which was friable and
easily bleeding.

Fig. 4 Computed tomography of the chest showed
lon'density mass which was heterogeneous.

では内部にはMyxOid変 性が認められた (Fig.5).

病理組織標本 :腫瘍細胞密度は高 く,類 円形～橋円

形の異型の強い核をもった紡錘形の細胞が索状あるい

は錯綜 して配列 し,核 分裂像が多数 (10～15/10HPF)

認められた (Fig.6).食 道癌取扱い規約ゆに準ずると

n(一 ),ly。,vl,Ow(一 ),aw(一 )で あり腫瘍 と回

有筋層 との連続性は認められなかった (Fig.7).

術後経過 :術後 3か 月目に上縦隔から右頚部,右 胸

膜,右 肺に再発を認め放射線治療 (右頚部50Gy,縦 隔

50Gy)に より右頭部腫瘤は著明に縮小 したが縦隔内腫

瘍には効果カドなく増大 した。CDDP,5FUに よる化学

療法 も併用したが,右 胸腔内から左胸腔内へも腫瘍は
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Fig. 5  a. Cross section Of the surgical specimen

shoH′ed submucosal  pedunculated  tumor, b.

Schematic presentasion of Fig. 5a.

Fig. 6 High power microphotograph of tumor
sec t ion  showed pat te rns  o f  h igh-grade
leiomyosarcoma with interlacing bundles of the
spindle-shaped cells and numerous mitoses
(arrows). (H & E, x400)

広が り,平 成 5年 7月 19日呼吸不全により死亡 した。

者」検所見 :縦隔および左右胸腔内は血腫で占拠され

ており,組 織学的にその血腫内には壊死を伴った腫瘍

を認めた。多発性肺転移 もみられたが,頭 部では腫瘍

組織を認めなかった。
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Fig. 7  Histological study of the pedicle demon‐

strated that the tumor was not consequent on

proper muscle

考  察

食道平滑筋肉腫は比較的まれな疾患であり,検 索 し

えたかぎりでは本邦報告例は自験例を含めて76例にす

ぎない (Table l).

症状は暁下困難を主訴 とすることが多いが,中 下部

食道に発生することが多いためか自験例のように気管

の圧迫により呼吸困難に陥ることは少ない.本 症の嘘

下困難の特徴は癌 と異なり症状の消長をみることであ

る。

発生部位 としては下部に多 く,上 部 3分 の 1は 少な

い。これは食道壁の上部 3分 の 1の筋層構造が横紋筋

優位であるためといわれているが,純 粋に横紋筋であ

るのは入田部から2.5cmと されている。。また,自験例

のように入田部直下に発生し固有筋層 と連続性のない

ものもあり,発 生母地 として粘膜筋板,血 管壁の平滑

筋,ま た若年 ということから胎生期の遺残組織なども

考えられる.

腫瘍 は肉眼的 にp 0 1 y p o i d  t y p e ( 以下, P 型 )と

inflitrating type(以T, I型 )の 2型 に分けられる5).

P型 の頻度が71,2%と 多 くFranklinらいの57例の集

計でもP型 が70%を 占めている。また壁外性発育を示

すものもありの,Brunetonら ゆによれば,壁外発育型は

5.3%で ある.

腫瘍最大径の平均値は9.Ocmで I型の方が大きい傾

向が認められる.また Brunetonら ゆの報告に基づき食

道筋原性腫瘍中の悪性の頻度を大きさ別に計算 してみ

る と,5cm以 下 で は2.9%と 低 いが10cm以 上 で も

13.2%と さほ ど高 くない。胃で は10cm以 上の場合

55.6%が悪性であるのと対照的であるゆ.

Sarcoma
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は消失 し補助療法 として有効 と思われた。また,転 移

再発巣は積極的に切除すべきである1のという報告 もあ

るが,広 範囲にわたるため11)切
除不能のことも多 くい

ずれにせよ予後は悪い。
一般に核分裂数が多いほど悪性度が高 くlり

,悪 性度

の強い腫瘍は発育速度が速いとされている1り
.自 験例

は核分裂像数が非常に多 く (10～15/10HPF),こ のた

め再発後の進展が速かったのではないかと思われた.

再発様式 としては,術 前の open biopsyによる腫瘍散

布なども疑われたが,剖 検では頚部,縦 隔の脈管を介

しての再発および血行性肺転移 と診断した。したがっ

て切除標本で lyO,vlではあったが手術時すでに転移が

あったと考えるべきであろう。食道癌取扱い規約に準

じた病期から考えると理解しにくい点 もあるが,軟 部

組織腫瘍であることによるのかもしれない1。
.む しろ

Table 1 Clinicopathological features of leiomyosarcoma of the esophagus;
Comparison between Japan and Western countries (1950-lgg2)

apan Westem Countries
1)AOc 21～83(average 56 0)

( n‐6 5 )

32～78(average 60 1)

(n‐36)

Sex
male:Female=914

(n‐65)

male i female‐17:19

(n‐36)

3)  Compla in ts

dysphagia 45(75%)

epigastttc pain 6(10%)

substemal pan S(8396)

vomiting  3

hematemesis 3

(n=60)

】ysphagia 27(7596)
付eight loss 1 2(33%)

)ubstemal pain 12(3396)

Jyspnea 3

,ough  2

in‐36)

)  Locat ionｕｐｐｅｒｍ‐。ｗｅｒ

9 ( 1 4 1 % )

2 2 ( 3 4 4 % )

3 3 ( 5 1 . 6 % ) ( n‐6 4 )

11(31%)

11(31%)

14(39%)(n‐36)

)S12c

25-24 0cm

(average 9 ocm)

(n=53)

22cm

average 9 3cm)

(n=36)

5) Gross
:  h ara cter is t ics

)olypoid type   42 (71 2%)

nfitt「ating type 17 (288%)

(n=59)

polypoid type 18(529%)
in向にratng type 16(471%)

(n=34)

7) Treatment

esophagectomy  41(67296)

enucLHon   13(21396)

(in 10 Cases tumors were iess
than 10cm in size)

inoperable   7(11496)

くn=61)

esophagectomy  19(52_896)

enucLtbn   6(16796)

gastrostomy 3(8396)
inoperable     8(22296)

(n‐36)

chemotherapy

radiation therapy

２

‐。

:hemotherapy
'adiation therapy

8)Metas tas is  and
recur rence

iver 9(138%)

nediasunum 7(10896)

ymph node 6(9296)

ini65)

lymph node 4(11196)

‖ver 3(83%)

的ng 3(8.396)

(ni36)

9)Prog n  os i  s
)ne year survival
polypoid type 77%
infiltratinq type 4096

five year survival
polypoid type 37.1%
infiltrating type 10%

術前診断はしばしば困難であるが胸部単純 X線 側

画像で紡錘形の腫瘍陰影 としてとらえられることが多

↓ゝ.

治療法に関しては外科的切除が原則であり,61例 中

41例に食道切除が行われている。核出術は13例でほと

んどが10cm以 下の P型 だが,こ れらの予後にはばら

つきがある。10cm以 上のものは50%生 存月数が P型

で 5か 月,I型 が 3か 月とどのような治療を行っても

予後不良であったが,10cm以 下の P型 に食道切除を

行ったものは比較的予後良好だった。化学療法,放 射

線療法に関してはその効果を疑間視する意見が多い。

化学療法併用例では 1年以上の生存例はなかったが,

放射線療法併用例では予後の判明している12例中 8例

が 1年以上生存 し,放 射線療法のみでの長期生存例 も

見 られるり。自験例でも,放射線療法により頚部再発巣
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若年者の平滑筋肉腫の場合このような急激かつ広範な

再発を来す可能性を念頭において治療を行 うべきと思

われる.

治療開始時の転移部位 としては所属 リンパ節,肝臓,

肺,縦 隔が多いが頻度 としては低 く,5cm以 下のもの

では転移を認めた報告はない。

本論文の要旨は第47回食道疾患研究会にて発表した。
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A Case of Leiomyosarcoma of the Esophagus

Yosuke Izumi, Kunihide Yoshino, Tasuyuki Kawano, Kagami Nagai, Yuji Nagahama, Satoshi Miyake,

Masanori Nakamura, Satoshi Nara and Mitsuo Endo
Department of Surgery I, School of Medicine, Tokyo Medical and Dental University

A 21-year-old man first presented in August, 1992 with dysphagia and hematemesis. The patient was

hospitalized onJanuary 8, 1993 due to severe dyspnea. endoscopy revealed a protruded lesion which was friable and

bled easily. The biopsy specimen revealed necrotic tissue and fungus. Computed tomography of the chest showed a

low density mass in the upper mediastinum. Because malignant smooth muscle tumor was strongly suspected from

the open biopsy, transthoratic resection of the esophagus was performd onJanuary 26, 1993. The postoperative

diagnosis was A6, N(-), M0, Pl'. The surgical specimen revealed a submucosal pedunculated tumor measuring 13.0

X 7.5 X 3.2 cm, histologically diagnosed as leiomyosarcoma. Widespread recurrences were noted in the right neck,

right upper pleural cavity and mediastinum three months after the operation, and chemotherapy and radiation

therapy were performed. Despite partial response he died six months after the operation due to respiratory distress.

We report the youngest case of leiomyosarcoma of the esophagus, and reviewed 76 cases in theJapanese literature.

Reprint requests: Yosuke Izumi Department of Surgery I, School of Medicine, Tokyo Medical and Dental

University
1-5-45 Yushima, Bunkyoku, Tokyo, 113JAPAN




