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アミロイド沈着を伴う脾炎症性筋線維芽細胞腫瘍の 1例
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炎症性筋線維芽細胞腫瘍（inflammatory myofibroblastic tumor；以下，IMTと略記）は，筋
線維芽細胞の増生と炎症細胞浸潤からなる腫瘤性病変で，肺の炎症性偽腫瘍の検討から発見さ
れ，身体のあらゆる部位に発生することが明らかになったが，その本質が炎症性か腫瘍性かで
論議されている．今回，我々は脾 IMTの 1例を経験したので報告する．症例は 32 歳の女性で，
腹痛で受診した．血液検査で白血球増加と貧血を認め，腹部単純X-P，US，CT，MRI，血管造
影検査で脾腫瘍と診断され脾摘出術を施行した．摘出標本でアミロイド沈着を伴う脾 IMTと
診断された．術後，白血球数，貧血は改善し，1年 10 か月の現在，再発の徴はない．自験例は
本邦報告 2例目の脾原発例で，さらにアミロイド沈着を伴う症例は今までに報告がなく，極め
てまれと思われた．また，ALK-1 陰性で，AA-type のアミロイド沈着であり，炎症性病変を示
唆するものであった．

はじめに
炎症性筋線維芽細胞腫瘍（inflammatory myofi-

broblastic tumor；以下，IMTと略記）は，筋線維
芽細胞の増生と炎症細胞浸潤からなる腫瘤性病変
で，肺に多く，本質が炎症性か腫瘍性かで論議が
ある．今回，脾 IMT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：32 歳，女性
主訴：腹痛
既往歴，家族歴：特記事項なし．
現病歴：腹痛にて発症し同日入院．
入院時検査成績：WBC 10,400�µl と増加し，

RBC 469×104�µl，Hb 10.9g�dl ，Ht 34.0％と貧血
を認めたが，他に異常は認めなかった．
腹部単純X-P：左上腹部に散在性粗造石灰化像

を認めた（Fig. 1）．
腹部US：左上腹部に径約 7cm大，内部に高エ

コーの散在する表面平滑な低エコー腫瘤を認めた

（Fig. 2）．
腹部CT：脾臓から突出し，内部に散在性石灰

化を伴う造影されない低吸収腫瘤を認めた．腫瘤
は胃を圧排していた（Fig. 3）．
腹部MRI：T1，T2 強調像ともに内部不均一な

高信号を伴う低信号腫瘤であった（Fig. 4）．
腹部血管造影検査：脾動脈支配の乏血管性腫瘤

であった．血管の不整像はなかった（Fig. 5）．
以上より，脾腫瘍と診断し，胃の圧排による食

後の鈍痛があり，悪性も否定できず手術を施行し
た．
術中検査所見：腫瘍は脾上極原発で，大網の癒

着と胃，膵臓，左腎臓など周囲臓器の圧排を認め
たが浸潤はなく，脾摘出術を施行した．
肉眼検査所見：径 70mm大，分葉状多結節状，

弾性軟，割面で，内部に石灰化の散在する黄色調
無構造物質の沈着が主体の腫瘤であった（Fig. 6）．
病理組織学的検査所見：無構造物質の沈着とそ

の周囲に炎症細胞浸潤を伴う紡錘形細胞の増生に
よる腫瘍であった．紡錘形細胞は vimentin，α-
SMA陽性，desmin，S-100，myoglobin，Ki-67，ALK-
1 陰性であった（Fig. 7）．浸潤炎症細胞は異型がな
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Fig. 1 Abdominal X-P showed scattered rough cai-

cification at left upper abdomen.

Fig. 2 Abdominal US showed hypoechoic mass 

with scattered hyperechoic region.

Fig. 3 Abdominal CT showed low density mass 

with scattered calcification.（Plain）

The mass was not enhanced after contrast injec-

tion and originated from spleen. The mass com-

pressed the stomach.

Fig. 4 Abdominal MRI showed congested mass of 

high and low intensity on T1-weighted image

（right）. The mass showed heterogenous low inten-

sity on T2-weighted image（left）.

く，UHCL-1，CD3 陽性，L26，CD79α，CD68 陰性
の成熟T―リンパ球が優位であった．腫瘍はCD8
染色上，類洞パターンはなかった．無構造物質は
コンゴ赤染色陽性，過マンガン酸カリ消化性のア
ミロイド沈着で，アミロイド Pと κ鎖優位のAA
type であった（Fig. 8）．以上より，アミロイド沈
着を伴う炎症性筋線維芽細胞腫瘍と診断された．
術後白血球数，貧血ともに改善し，1年 10 か月

の現在，再発は認めていない．
考 察

IMTは 1990 年，Pettinato ら１）が肺の inflamma-
tory pseudotumor（以下，IPTと略記）の検討か
ら，筋線維芽細胞の増生と炎症細胞浸潤からなる

病変を認め，初めて IMTと命名した．その後，
1995 年に Coffin ら２）が肺外 IMTを集計し，あらゆ
る身体部位に発生し，臨床的特徴は発生部位によ
り異なることも報告された．また従来，炎症性病
変と考えられ，病因としてE-Bvirus，campylobac-
ter jejuni，E-coli などの感染，外傷や手術，放射線
療法，化学療法やステロイド療法など１）～１０）が報告
された．しかし最近，再発や転移を来した
例２）７）１１）～１４），染色体異常を認める例９）１１）１５），チロシンキ
ナーゼの受 容 体 で，anaplastic large cell lym-
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Fig. 5 Splenic arterial angiography showed hypo-

vascular mass without encasemant.

Fig. 6 The surgical specimen showed the mass 

originated and protruded from superior pole of the 

measured spleen 70mm in diameter and showed ir-

regular jog shape without capsule. The cut surface 

of the mass showed yellowish loburated multinodu-

lar pattern with scattered rough calcification.

Fig. 7 Histologically, H.E. staining show the mass consisted from dominant amorphous ma-

terial deposition and arround spindle shape cell proliferation with inflammatory cell 

infiltration.（a, b）

Immunohistochemically, the spindle shape cells were positive for Vimentin（c）and α-SMA 

stein.（d）
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phoma に陽性を示すALK蛋白陽性例１６）～２０）の存在
が報告され腫瘍性病変も示唆されている．
自験例では以下のことが特筆される．1．脾原発

例である．2．アミロイド沈着を伴う．

1．については，医学中央雑誌で「脾」「炎症性筋
線維芽細胞腫瘍」をキーワードに 1983 年～2005
年までの 23 年間で検索したところ，自験例を含め
本邦報告 2例２１）とまれであった．この 2例につい
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Fig. 8 Immunohistochemically, the infiltrated inflammatory cells were mature T-cell 

stained by UHCL-1（a）and CD3（b）. The amorphous material was AA-type amyloid stained 

by amyloid-P（c）and κ-chain（d）.
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Table 1 Splenic IMT（reported in Japan）

Our caseCase 1

32later of half of 50Age（year old）

femalemaleGender

abdominal painabdominal massSynptom

inflammation, anemiathronbocytopeniaData

Image

hypoechoichypoechoic　US

low density　CT

low intensity both T1&T2　MRI

splenic tumorsplenic tumorDiagnosis

solitarysolitaryNumber

7032Size（mm）

hypocellular fibroushypocellular fibrousPattern

Specific stein

vimentin, α-SMAvimentin, α-SMA　positive

desmin, myoglobin, CD68
s-100, Ki-67, ALK-1

CD34　negative

mature T-lymphocyteT-lymphocyteDominant inflammatory
infiltrate cell

amyloid depositioncomplication of ITPSpecific findings

ては以下の通りであった（Table 1）．年齢は 50
歳代後半と 32 歳であり，性別は男女 1例ずつ，症
状は腹痛と腹部腫瘤であった．血液検査は自験例
で白血球数増加と貧血を認めたが，他の 1例では

なかった．画像検査は従来の脾原発報告例と同様
に特徴的なものはなかった２２）．そのため，術前は
2例とも質的診断がつかず脾腫瘍と診断された．
腫瘍の数は 2例とも単発であった．腫瘍径は自験
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例が 70mm，他の 1例は 32mmであった．パター
ンは 2例とも hypocellular fibrous pattern であっ
た．特殊染色は 2例とも vimentin と α-SMAは陽
性であったが，ALK-1 は自験例のみ検索され陰性
であった．浸潤炎症細胞は 2例ともTリンパ球優
位であった．
2．については，MEDLINEで「IMT」「amyloid」

をキーワードに 1966 年～2005 年までの 40 年間
で検索したが 1例もなく，まれであった．そのた
め，脾過誤腫，悪性リンパ腫，Hodgikin 病，脾ア
ミロイドーシス，IFP，malignant fibrohistiocy-
toma（以下，MFHと略記），inflammatory fibro-
sarcoma（以下，IFと略記），rhabdomyosarcoma，
神経原性腫瘍などとの鑑別が必要であった．脾過
誤腫とはCD8 染色で類洞パターンがないこと，悪
性リンパ腫とは浸潤性炎症細胞が異型のない，
UHCL-1 と CD3 陽性だが，L26 と CD79a と CD68
陰性の成熟Tリンパ球であること，Hodgikin 病
とは Read-sternberg cell のないこと，脾アミロイ
ドーシスとは sago 脾のような濾胞性や larda-
ceous のような沈着様式ではないこと，IFPとは
fibloblast ではないこと，MFHとは多型性や stri-
form pattern がないこと，IFとは異型性がないこ
と，rhabdomyosarcoma とはmyoglobin 染色陰性
であること，神経原性腫瘍とは S-100 染色陰性で
あることで鑑別された．
自験例は術前，炎症所見があるが，術後改善し，

組織所見で筋線維芽細胞に異型がなく，ALK-1
陰性で，浸潤性炎症細胞も異型のない成熟Tリン
パ球で，沈着アミロイドも炎症性のAA-type で，
炎症性病変であることが示唆された．
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Splenic Inflammatory Myofibroblastic Tumor with Amyloid Deposition ―A Case Report―

Hidetaka Yamanaka, Kaname Ono, Tatsuro Satoh,
Yuuji Iida and Satoshi Kamiya

Department of Surgery, Inuyama Chuo Hospital

Inflammatory myofibroblastic tumor（IMT）is defined as a mass lesion consisting of proliferating of myofibro-
blasts and inflammatory cell infiltration, discovered for study of pulmonary inflammatory pseudotumor, and it
occurs at many sites in the body, and it discussed essence as inflammation or neoplasm. We repot a case of
splenic IMT. A 32-year-old woman was admitted to our hospital for abdominal pain . Blood examination
showed leukocytosis and anemia, and she operated splenectomy as diagnosed splenic tumor by abdominal US
and CT and MRI and angiography. Histological examination of the resected specimen revealed splenic IMT
with amyloid deposition. After operation, leukocytosis and anemia were improved and no reccurence detected
for 22 months. This is the second case of splenic IMT reported in Japan and the first case of IMT with amyloid
deposition reported all over the world. Negative for ALK-1 and positive for deposition of AA-type amyloid, our
patient’s tumor was suggesting an inflammatory lesion.
Key words：splenic inflammatory myofibroblastic tumor, AA-type amyloid
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