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Systemic lupus erythematOsusに併存した肝転移を伴う

膵 solld cystic tumOrの1例

耳原総合病院外科

谷回 雅 輝  佐 野  彰   内 田  学

平林 邦 昭  硲 野 孝 治  升 木 行 雄

肝転移を伴った膵 solid cysdc tumor(以下,SCT)の 1例 を経験 したので報告する。患者はsystemic

lupus erythematosusで治療を受けていた13歳の女性で,愁訴はな く,検診の腹部超音波検査で膵体尾

部および肝に腫瘤を認め,精 査入院 となった。画像診断にて膵体尾部に嚢胞状成分 と充実性成分を混

じた大 きさ8×6×5cmの 腫瘤 を,肝 S7と S4に径2cmと 0.5cmの 充実性腫瘤 を認めた。臨床的に膵

SCTお よびその肝転移 と診断し,膵 体尾部眸合併切除および肝部分切除を施行した。病理組織検査に

てl■
~SCTと

その肝転移 と確定診断した。腫場被膜浸潤や肝以外への転移は認められなかった。原発巣

と転移巣はaOw cytometryで ともに dip10id pattemであった。現在 まで術後 4年 5か 月経過してい

るが再発兆候は認めていない。本邦の肝転移を伴う膵 SCT報 告例を本例 も含め21例集計し,臨床病理

学的に検討を加える。

Key words : solid cystic tumor of the pancreas, liver metastasis of the pancreatic solid cystic tumor,

systemic lupus erythematosus

はじめに

これまで膵 solid cystic tumor(以下, SCT)は 若

年女性に好発 し,比 較的まれで低悪性度の膵腫瘍 と認

識されてきた1)。しかし報告例が増加するにつれ転移・

浸潤 など悪性所見 を示す例 も散見 され るようにな

り2鴻
ち悪性度に関していまだ不確定な点も多い。今回,

我々は肝転移を伴った膵体尾部 SCTで 術後 4年 5か

月再発することなく経過している 1例 を経験 したので

若干の文献的考察を加えて報告する。

症  例

症例 :13歳,女 性

主訴 :な し (検診後精査).

既往歴 :systemic lupus erythematosus(以 下,

SLE)

家族歴 :特記事項なし.

現病歴 :1991年12月,発 熱および蝶形紅斑が出現し

たため当院受診,SLEと 診断された.SLEの 治療中に

行った腹部超音波検査で膵体尾部および肝に腫瘤を認

め,1992年 12月28日精査入院 となった。
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入院時現症 :身長143cm,体 重41kg,四 肢筋萎縮お

よび中枢性肥満を認めた。顔色良好で顔面紅斑,結 膜

の貧血黄疸および表在 リンパ節腫脹は認めなかった。

腹部触診上,腹 部圧痛および腫瘤は認めなかった。

入院時血液検査 :軽度肝障害および自己抗体陽性を

認 め た が,CEA,CA19‐ 9,DUPAN 2, SPAN‐ 1,

trypsin,elastase,insulinその他は正常であった。

腹部超音波所見 :膵体尾部に裏胞性成分 と充実性成

分 もつ境界明瞭な径約5cmの 腫瘤を認めた.肝 S7に径

約2cmの 腫瘤を認めた。

腹部 CT所 見 :膵体尾部に周囲との境界が明瞭な径

約5cmの 腫瘤を認めた。内部は充実性部分 と造影にて

増強されない low densityな裏胞性部分の存在が疑わ

れた。肝 S7に径約2cmの 腫瘤を認めた。

腹部 MRI所 見 :腫瘤内部 は Tl強 調画像 にて low

intendty,T2強 調画像にて著明な high intensityを呈

し,腫瘤内出血または壊死の存在が疑われた。CT同 様

に肝腫瘤を認めた (Fig.1).

腹腔動脈造影所見 :陣動脈陣門部で約4cmに わた

り血管の狭小化を認めた。膵尾部は下方へ圧排されて

いるように見 え,陣 と膵尾部 との間はhypovascular

であった。膵,肝 とも明らかな腫瘍濃染は認めなかっ
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Fig. I A) MRI T,-weighted image showing a
mosaic low intensity lesion in the pancreatic
body and tail (arrow 1). Metastasis is detected in
liver Sz (arrow 3) . B) MRI Tr-weighted image
showing a high intensity lesion (arrow 2).

た。

以上 よ り本例 を若年女性であることも考慮 し膵

SCTと 術前診断 した。1993年 3月 30日手術 を施行 し

た。腫瘍は膵体尾部から陣門にかけて位置し,多 房性

で厚い繊維性被膜 に包 まれ大 きさは径約8cmで あっ

た.明 らかなリンパ節転移は認めなかった。肝腫瘤に

ついてはS7および S4に径2cmと 0 5cmの 腫瘤を触知

し,術 中エコー上他に腫瘤のないことを確認 した.以

上より術式は14~体尾部陣合併切除 (Dl)お ょび肝部分

切除術 とした。

摘出標本の肉眼像 :原発巣 は大 きさ8×6×5cmで

自色の充実性部分 と出血壊死のみられる多房性裏胞部

分 とで構成されていた。肝転移巣は白色の充実性成分

のみが認められた (Fig.2A,B).

病理組織所見 :弱拡大では繊維性被膜に被包されて

お り,内 部の充実性部分 と出血壊死を伴った裏胞性部

分が明瞭に区別された。強拡大では,小 ～中型,多 稜

形の細胞境界の不明瞭な好酸性細胞が充実性 に増殖

し,pseudorosette patternが認められた (Fig。3A).

57 (2095)

Fig. 2 A) Macroscopically, the tumor of the pan-
creas is encapsulated by a well-defined fibrous
capsule. The cross section shows a gray-white
solid component with partial cystic degeneration
due to hemorrhagic necrosis. B) The metastatic
tumor of liver S".

肝転移巣 も同様な組織像を認め,膵 からの転移 と考え

られた。被膜外浸潤,牌 への直接浸潤およびリンパ節

転移は認めなかった。抗 ″1‐andtrypSn(以 下,AAT)

の酵素抗体法染色で陽性所見を示 し,肝 転移を伴った

膵 SCTと 診断した (Fig,3B).

Flow cytOmetry所 見 :パ ラフィン包埋ブロックよ

り原発巣および転移巣の DNA p10idyを 検討 したが,

いずれもdiploid patternであった (I「ig.4).

術後経過 :現在 まで術後 4年 5か 月経過 したが,

SLEは 再燃寛解を繰 り返すものの膵 SCTに ついては

再発兆候は認めていない。

考  察

14~SCTは 1959年Frantzに より初 めて報告 された

が,1981年 の K16ppelら 1)の
論文以後報告例は増加 し,

84‐SCTは 若年女性に好発するまれで予後良好な膵腫

瘍 と認識されてきた。近年報告例の増加に伴い転移 ・

浸潤 ・再発 という腫瘍の悪性化を示す症例 も散見され

るようになったがり,い まだ転移症例はまれで2141,転
移

症例 と非転移症例 との臨床経過や腫瘍の生物学的悪性
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Fig. 3 A) Microscopically, the tumor cells of the
pancreas are uniform with clear eosinophilic
cytoplasm. The tumor cells have formed
pseudopapillary or psedorosette pattern (H-E

stain x 100). B) The tumor cells positive for
anti-a'  anti trypsin stain ( '100) are recognized
(arrow).

Fig. 4 Flow cytometry of the pancreatic and liver
SCTs. Both of them show the diploid pattern.

度の違い,発 生部位と適切な手術術式,化 学療法の効

果などについて一定の見解は得られていない。膵 SCT

の集計報告はこれまでいくつかなされ,そ の特徴は報

告されている。最近では沖野ら。が最多173例 (以下,

全 SCT)を ,黒田ら分が転移症例13例を集計報告してい

る。我々も本例の予後を予測するため肝転移症例を集

計し,検 討を加えた。症例は主としてMedlineで検索

しえた1984年から1997年4月 までの本邦における膵

SCT肝 転移報告例 (以下,転 移 SCT)で ,本 例も含め

肝転移を伴う膵 solid cysdc tumorの 1例 日消外会誌 31巻  10号

計21例が集計された3)D的9)1り
.結果はTable lの ごとく

同時性肝転移11例,異 時性肝転移10例であった。沖野

らの全 SCTと 比較 して述べると性別は全例女性,年

齢は9歳 ～72歳平均36歳で全 SCTの 31歳と比べ僅か

に高い傾向が認められた。腫場の大 きさは3cm～ 20

cm,平 均9 9cmで ,全 SCTの 平均7.lcmと 比較 して

大 きい傾向が認められた.従 来より患者の高齢化に伴

う腫場の成長 と悪性化 との関係が注 目されている

が。,今 回の集計では21例中 8例 が23歳以下 と若いこ

と,そ れ らの腫場の大 きさは平均9.4cmで 全 SCTよ

りわずかに大きいにすぎないことより腫瘍の成長を要

因としない悪性化の存在が示唆された。発生部位は全

SCT同 様,偏 りを認めなかった,SCT死 亡例は 7例 報

告されているが全例肝転移例で,異 時性転移は6例 ,

同時性転移は 1例 であった (ただし,case lは 剖検時

転移確認).初回手術から肝再発 までの期間が明かな症

例について述べると, 2年 3か 月から5年 ,平 均 4年

であった。再発後の担癌期間は11か月から10年,平 均

5年 であること,ま た死亡例の生存期間が 3か 月～13

年 と大きな違いを示すことより腫瘍の生物学的悪性度

の多様性が示唆された。原発巣に対する術式について

は,戸谷 らのは発生部位 と術式を比較検討し,過大手術

からあまりにも姑息的な放射線治療 まで行なわれてい

ることを指摘 したが,最 近では SCTの 知識の浸透 も

あり肝転移例に限って述べれば適切な治療が行なわれ

ていると考えられた (Table l),

転移巣に対する治療について検討すると,肝 切除例

は坂東 らの異時性転移に対する肝亜区域切除の 1例 を

除き他は全例同時性転移に施行された. 5例 に肝部分

切除術が施行され,case 9やcase 19のごとく根治可能

なら多発肝転移に対 し,積 極的に拡大肝右葉切除術を

行い,経 過良好な症例 も認められた.肝 切除後の予後

については追跡期間が短 く不明であるが,case 6,10

のごとく肝転移担癌状態で10年間以上生存 している例

もあり,肝 切除が肝転移に対する最適の治療法かどう

か今後の検討が必要である。

切除以外の治療 としては手術不可能な 5例 に対 し化

学療法が行われていた。Matsudaら ゆはADM十 ゲラ

チンスポンジや ADM単 独の肝動注で15～28%の 縮

小効果を,魚 谷 らりはADMttMMC十 リピオ ドールお

よび CDDP十 リピオ ドールの肝動注の無効 を報告 し

てお り,化学療法の効果は一定ではないと考えられた。

以上の点より本例 について述べれば,術 前に膵 SCT

が疑われ,術 中所見で周囲浸潤や リンパ節転移を認め
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Table I The cases of the pancreatic solid cystic tumor with liver metastasis reported in
Japan
PR: partial resection. DP: distal pancreatectomy. TAI & E : transcatheter arterial injection
& embolization. PD: pancreaticoduodenectomy. pt: pancreatic tail. sp: splenectomy. * :
unsynchronous. **: synchronous. *: cancer-free period. y: year. M: month. rt: right. F:
female. Sr: segment VIII of liver

Caae Name Age. S9x Locat lon Slze Trogtment for Llvor prognqsiS
(max,cm) pancreas Llv€r metgstasis

Lltorature

1
2
3
4
5

N8o3bOr1   42・ F
M a t 3 u n o u  6 0・F
ク     4 7・ F

M a t s u d a   4 2・F
Hay8shi   47・ F

Se。       36 ・ F
Omura     9・ F
N18hthar8 36・ F
OoaWa   50,F

Tamat    62・ F
U o t a n i       9・F

A r e 1     6 9 ・F

Sat0      14・ F

Yoneda    72 ・ F
Sakum8   17・ F

Nakemura 39,F
Ando     23・ F
Sakaklma  23・ F

M u r a t a    1 2・F

Band。     45・ F
Our C880  13・ F

head    20  PR      (― )   ■       3Y8M death
body・ ta‖  7   DP       (― )   Ⅲ       6Y  d9eth
tg‖       15   Laparotomy   (― )    中   (3Y)・   3Yll M death
head       5     (― )         TAlaE    中 中(5Y)   OY   oい ve
body・ ta‖  pe。 1。n ?           (― )     中  (4Y10M)1lY   death

bOdy    ?   DP      (― )   中  (3Y)13Y  doath
head     7    PD        (― )    申  (4Y7M)IY 7M a"ve
body・ta‖  8    PR        (― )    中  (4Y) 10Yll M death
boSy     13  DP    Extended rt, 中 Ⅲ     lY 2M a"ve

lobectomy,TAl
?        ?   LaperotOmy    TA&E   中   (5Y) 15Y   a ve
ta1        6.5  R980Ction of  (― )     小   (2Y3M)4Y7M8‖ ve

Pt wtth sp   TAl
tal1         lo   PR o, Pt       TAl      ■ 中             3付 ve

with SP
tBH         3    Ro6octlon o,   (― )      中 中             aい ve

Pt with sp    PR
的‖     8   D P       (― )    中 学    l Y  4 M  a‖ v e
ta1        12  PR of Pt      PFt      中 小         loM 8“Ve

b o d y・t aⅢ  1 2   D P  wに h  s P   T A ,     中 中       3 M  d e a t h
b o d y・t g‖  1 5   D P  wに h  S p   P R     中 中        ?
b o d y・t a付   ?   D P  w i t h  S p   P R     Ⅲ Ⅲ        ?

ta1         14  R● ●ection oヤ  Extended  Ⅲ Ⅲ             ?
Pt with Sp  rtJobectomy

h e a d     4    P D       s a  r e s e c J o n中  ( 4 Y )  5 Y   a H v o
b o d y・t a‖  8    D P  wに h  S p   P R     中 中     4 Y 5 M a‖ v e

5)
」 B"  Panc 7:1293-1302,1986

8 )
」Jpn Soc Chn  Cyt。 , 26:326,1987

」 JPN PANC SOC 4:269,1989
Pediatr onoo1 28:613,1991

3)
1 2 )

」pn J Gastroentero1  9o:445,1993
9)

」 JPN PANC SOC ei375-381,1994

」Jpn Soc C‖ n  Sur0 55:371,1904

J Jpn Soc CHn  Sur0 561240,1990
」 JPn Soc CHn  Sur。  56:2200-2204,
1995
U 」PN PANC SOC ll,102,1996
U 」PN PANC SOC ll:192,1996

Jpn 」 Gastro●nterol  Suro 20:540,
1996
NiCHlDOKU-lH0 41:378-370,1996

KAN・ TAN・ SU, 32:015-021.1996

なかったので膵体尾部陣合併切除および肝部分切除を

施行 したのは妥当であり,術 後化学療法 も必要ないと

考えられた。また,今 後は厳重な管理が必要と考えら

れる。

本腫瘍の発生起源についてはこれまで免疫組織化学

的,電 頭的検討により膵管上皮由来説,腺 房細胞由来

説,内分泌細胞由来説が報告されている1の
。本例では腺

房細胞への分化を示唆するATT染 色が陽性 と組織所

見より腺房細胞由来を支持すると考えられたが,最 近

ではMor五 sOnら 11)の
内分泌細胞や外分泌細胞などの

多種の細胞へ分化 しうるp拭mordial cell由来説が受

け入れられつつある。

腫瘍の悪性度の評価であるが,Nishiharaらめは組織

学的には静脈浸潤,高 度の核異形などを指標に挙げて

いる。しかし,Ogawaら 1りの case 9はこれらの所見を

認めないにもかかわらず,診 断時すでに広汎な転移を

認めてお り組織レベルでの臨床的悪性度の判定の困難

さを示している.Matsunouら 1。は悪性変化を伴った

SCTと 予後良好な一般的 SCTと の鑑別は病理組織学

的には困難であったと指摘 している。一方,陣 SCTに

ついてもflow cytOttetryによるDNA ploidyの 検討

が報告 されているが,松 田ら1りはこれまでの報告28例

を集計検討 し,diploidの 23例中 1例 に転移 を,aneu‐

ploldの 5例 中 4例 に再発,転 移 を認め,DNA ploidy

の悪性度の指標 としての有用性 を述べている。原発巣

が diploidyで転移巣が aneup10idyの 場合 は原発巣の

heterogenityが推測 されるが1り
,本 例のごとく両巣 と

もdiploidyの場合は慎重な解釈が必要である。今後,

flow cytometryの 有用性 を追求するには原発巣 と転

移巣の DNA p10idyを 比較検討す ることが必要 と考

えられる。

以上,83~SCTに はいまだ基礎的にも臨床的に も不

明な点が多 く, これ らを明 らかにするためには今後詳

細な症例報告の蓄積が望 まれる。
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A Case of Solid Cystic Tumor of the Pancreas with Liver Metastases

Associated with Systemic Lupus Erythematosus

Masateru Taniguchi, Akira Sano, Manabu Uchida, Kuniaki Hirabayashi,

Koji Hazano and Yukio Masuki

Division of Surgery, Mimihara General Hospital

A case of solid cystic tumor (SCT) of the pancreas with liver metastases in a 13-year-old woman is

reported. The patient, who had been followed for systemic lupus erythematosus, was admitted to our
hospital because of pancreatic and liver masses incidentally discovered by abdominal ultrasonography.

Diagnostic imaging studies revealed a mass, 8 x 6 x 5 cm in size, consisting of solid and cystic

components, in the body and tail of the pancreas, and two masses,2 and 0.5 cm in diameter, in segment
VII and IV of the liver, respectively. This led to a clinical diagnosis of pancreatic SCT with liver
metastases. A distal pancreatectomy with splenectomy and partial resection of the liver was performed.

The histological findings confirmed the diagnosis of pancreatic SCT with liver metastases. No capsular
invasion or other metastatic lesions, other than those involving the liver, were found. Flow cytometry
revealed a diploid pattern for both primary and metastatic SCTs. The patient has been followed for 4
years and 5 months since the operation with no signs of recurrence. 21 cases of pancreatic SCT with liver
metastasis, including this one, have been reported in Japan. This paper presents the clinicopathological

studies of these 21 cases.
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