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症例は 58 歳の女性で，2000 年 2 月膵体尾部 solid-pseudopapillary tumor（以下，SPT）の破
裂による腹腔内出血のため，緊急手術が施行された．2006 年 9 月突然の腹痛で当院を受診．造
影CTで腹腔内に数個の腫瘤が描出され，うち 1個は巨大な囊胞状病変であった．SPTの腹腔
内再発，腫瘍内出血を疑った．小開腹下生検により確定診断が得られたため，根治術を施行し
た．上腹部に 3～95mm大の腫瘍が計 11 個存在し，一部の腫瘍は肝臓，横行結腸，空腸と強固
に癒着し，浸潤が疑われたためそれらの臓器を合併切除した．病理組織学的には初回手術時と
同様の組織像で，肝臓，横行結腸，空腸に浸潤を認め，悪性の SPTと診断された．P53 が 10％
以上の細胞に陽性であった．膵 SPTは腫瘍破裂で発症することがあるが，破裂後腹膜播種再発
を来した症例の報告はなく，極めてまれな再発形式であると考えられた．

はじめに
膵 solid-pseudopapillary tumor（以下，SPT）は，

若年女性に好発する予後良好な腫瘍であるが，周
囲臓器浸潤，他臓器転移など悪性の性質を有する
症例の報告も散見され１）２），死亡例の報告もある１）．
今回，我々は腫瘍破裂 6年半後に腹膜播種再発を
来し切除しえた極めてまれな 1例を経験したの
で，文献的考察を加えて報告する．

症 例
患者：58 歳，女性
既往歴：2000 年 2 月（51 歳時），膵体尾部の

SPT破裂による腹腔内出血のため膵体尾部脾合
併切除術を施行された．
家族歴：特記すべきことなし．
現病歴および主訴：2006 年 9 月，突然の上腹部

痛で当院を受診，精査目的で入院となった．
入院時検査所見：血算および血液生化学検査で

は，白血球数が 10,600�mm3と軽度上昇していた
が，他には異常はなかった．

入院時腹部造影CT所見：腹腔内に数個の腫瘤
が描出され，うち 1個は 12×5cmと巨大で囊胞状
病変であった（Fig. 1）．
膵 SPTの腹腔内再発，腫瘍内出血を疑い，小開

腹下に腹腔内腫瘤の生検を行った．SPTの確定診
断が得られたため，2006 年 10 月手術を施行した．
手術所見：上腹部に大小さまざまな大きさの腫

瘍が存在し，一部の腫瘍は肝臓，横行結腸，空腸，
胃と強固に癒着し，腫瘍の浸潤が疑われた．胃は
漿膜筋層合併切除，他の臓器は合併部分切除を行
い，肉眼的に腫瘍はすべて切除できた（Fig. 2）．
摘出標本検査所見：3～95mm大の腫瘍が計 11

個存在した（Fig. 3）．
病理組織学的検査所見：類円形で均一な大きさ

の核をもつ異型性に乏しい腫瘍細胞が，毛細血管
を中心に偽ロゼット様に配列しており（Fig. 4A），
初回手術時と同様の組織像で，SPTの再発と診断
された．軽度のリンパ管浸潤を認め，ly1，v0 で
あった．また，結腸壁，肝実質（Fig. 4B），空腸壁
への浸潤を認めた．部位によっては，変異型 p53
が 10～20％の細胞に陽性となった（Fig. 4C）．Ki-
67 labeling index は 1～2％であった．
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Fig. 1 Abdominal CT shows some intraabdominal 
masses（A，B：arrow），including a large cystic 
mass（B：＊）．

A

B

Fig. 2 Schema of the resection.

術後経過：特に合併症なく経過し，術後 15 日目
に退院となった．術後 16 か月が経過したが，症状
はなく，画像上再発もない．

考 察
膵 SPTは若年女性に好発する比較的まれな膵

腫瘍とされるが，近年報告は増加傾向にある．本
腫瘍は無症候性で偶然発見される場合が多いが，
腹腔内で破裂することがあり，破裂による腹痛を
契機に発見されることがある．また，生物学的悪
性度は低く切除により予後は良好とされるが，切
除後再発 5.3％，死亡率 1.3％との報告１）や，転移，
浸潤，切除後再発 10.1％２）などの報告があり，悪性
の経過をとる症例も少なからず存在する．転移，
再発臓器としては肝臓が最も多い１）２）．

自験例は，初回手術時は腫瘍の自然破裂による
腹痛で発症したが，検索しえた範囲では SPT破裂
例の報告は 14 例であった３）～１６）．文献は医学中央雑
誌とPubMed で「solid-pseudopapillary tumor」
「solid cystic tumor」「rupture」「破裂」をキーワー
ドとして，1983 年 1 月から 2007 年 5 月までにつ
いて検索した．自験例を含めた 15 例を Table 1
にまとめた．年齢は平均 19.4 歳，原発部位は体～
尾部が 87％，腫瘍径は平均 9.7cmであった．SPT
全体ではそれぞれ 29～30 歳，65～70％，8cm程と
されており１）２），腹腔内破裂する SPTは若年，体尾
部の大きな腫瘍に多い傾向がある．破裂の原因は
自然破裂 10 例，腹部外傷 4例であった．破裂症例
は術後の再発や予後が危ぐされるが，全例生存し
ており，経過中再発した症例は自験例を含め 2例
のみで，腹膜播種再発した症例は自験例が初めて
であった．我々は，初回手術時に 5,000ml の温生食
で腹腔内洗浄を行ったが，再発防止のためには，
さらに徹底した洗浄が必要であったと考えられ
る．
また，膵 SPTで腹腔内播種した症例を検索した

ところ，5例の報告があった１７）～２１）．文献は医学中央
雑誌と PubMed で「solid-pseudopapillary tumor」
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Fig. 3 Resected specimen. The tumors are 3―95mm 
in diameter.

Fig. 4 Histologically，the tumor cells are uniform 
with small and oval nuclei，and form pseudoro-
sette pattern（A：HE×100）．The tumor grows 
invasively into the liver parenchyma （B ：HE×40）．

 Immunohistochemilally（C ：×400）， the tumor cells 
positive for mutant-type p53 stain are recognized
（arrow）．The rate of positive cells is 10―20%.
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「solid cystic tumor」「peritoneal dissemination」
「腹膜播種」をキーワードとして，1983 年 1 月から
2007 年 5 月までについて検索した．自験例を含め
た 6例を Table 2にまとめた．播種の原因が腹腔
内腫瘍破裂と関連がある症例は自験例のみで，他
の症例は腫瘍自体の生物学的悪性度と関連する播
種と考えられる．自験例以外では 5例中 4例が肝
転移を伴っており，また記載の明らかな 4例中 3
例が腫瘍死している．自験例では局所浸潤はあっ
たものの，遠隔転移を伴わず根治切除が可能で，
現時点では再発はなく良好な経過であるが，これ
は播種の原因が腫瘍破裂であることが大きく関
わっていると考えられる．膵 SPT破裂後の腹膜播
種再発は切除により良好な予後が期待できる可能
性が示唆された．
P53 は膵癌と関連する代表的な癌抑制遺伝子

で，発癌，癌進展に深く関与しているともいわれ
るが，特に膵管上皮由来の腫瘍に高率に異常が認
められ，膵管癌では 50％前後に変異が検出され
る２２）．腺房細胞癌や内分泌腫瘍などの膵管上皮に
由来しない腫瘍では変異頻度は低い２３）．膵 SPT
は末梢膵管上皮，あるいは腺房細胞由来と考えら
れているが２４），自験例では，部位によっては変異型
p53 が 10～20％の細胞に陽性となった．膵 SPT
における変異型 p53 の染色性を検討した論文を
検索したところ 9個の文献があった１）２５）～３２）．文献は
医学中央雑誌と PubMed で「solid-pseudopapi-
llary tumor」「solid cystic tumor」「p53」をキーワー

ドとして，1983 年 1 月から 2007 年 5 月の期間で
検索した．これらの結果を Table 3に示す．全体で
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Table 1 Reported cases of SPT of the pancreas with intraperitoneal rupture

OutcomeRecurrenceCause of 
rupture

Size
（cm）LocationAge/SexYearAuthor

Alive（ND）NoneNI7Body11/F1982Kita3）
Alive（2y）NoneNI12Body22/F1984Bombi4）
Alive（2y）NoneTrauma 9Body13/F1987Lieber5）
Alive（4y）NoneNI10Tail16/F1987Todani6）
Alive（1y）NoneNI16Tail22/F1989Hernandez7）
Alive（4y）NoneTrauma10Tail13/F1990Sanchez8）
Alive（6y）LN（1y）, Li（3y）ND 5Head18/F1991Stommer9）
Alive（10m）NoneNI10Body, tail27/F1991Hashiguchi10）
Alive（5y6m）NoneNI13Body26/F1993Jeng11）
Alive（2y6m）NoneTrauma 9Head14/M2003Potrc12）
Alive（7m）NoneNI 7Tail 8/F2003Takahashi13）
Alive（ND）NoneTrauma10Body, tail9/M2004Kojika14）
Alive（3y）NoneNI10Body31/F2005Omori15）
Alive（ND）NoneNI    6.5Body10/F2007Yamada16）
Alive（8y）Pe（6y6m）NI11Body, tail51/FOur case

NI：not identified, ND：no data, LN：lymph node
Li：liver, Pe：peritoneum

Table 2 Reported cases of SPT of the pancreas with peritoneal dissemination

OutcomeTime to metaMetaTherapyRuptureAge/SexYearAuthor

Death（28y11m）25yPD, liverRadiation－47/F1988Matsunou17）
Death（13y）3yPD, liverSurgery－36/F1989Seo18）
Death（10y10m）4y9mPD, liverSurgery－36/F1993Nishihara19）
Alive（1y2m）SynchronousPD, liverSurgery－50/F1993Ogawa20）
No data19yPDSurgery－42/F1996Ohno21）
Alive（7y5m）6y6mPDSurgery＋51/FOur case

Meta：metastases, PD：peritoneal dissemination

Table 3 Mutant-type p53 positive rate 
in SPT of the pancreas

P53 positive rateYearAuthor

0/121995Morohoshi25）
0/81999Lam26）
0/91999Enosawa27）
0/52001Moore28）
0/22001Muller29）
1/62001Yoshioka1）
3/202002Abraham30）
0/82005Zee31）
0/72006Lai32）

4/77（5.2%）Total

は 77 例中 4例で，5.2％の染色陽性率であった．自
験例を含め現在までに報告された変異型 p53 陽
性 SPT 5 症例の腫瘍の状態を調べたところ１）３０），他

臓器，リンパ節転移を認めた症例はなかったが，
4例で病理組織学的に局所浸潤を認めた．全例切
除され経過は良好であった．膵 SPTにおいて変異
型 p53 の発現が臨床上どのような意義をもつも
のかは明らかではないが，局所浸潤との関連が示
唆され，悪性の診断根拠となるのかもしれない．
しかし，遠隔転移の有無，予後とはあまり相関は
なさそうである．また，通常型膵管癌で高率に変
異が認められる代表的な癌遺伝子であるK-ras に
ついては，膵 SPTでは変異を認めなかったとする
報告が多い２５）２８）３０）．さらに，増殖細胞マーカーの一
つであるKi-67 は，多くの腫瘍性病変で悪性度，病
変の進展との相関が示唆されるが，膵 SPTに関し
ては labeling index が 1％未満からせいぜい数％
という報告が多く１）２７）２９）３１），自験例でも 1～2％の陽
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性率で，その臨床的意義は不明である．
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A Case of Successful Resection for Peritoneal Recurrence of Solid-pseudopapillary Tumor
of the Pancreas Occurred in 6.5 Years after Rupture of the Tumor

Takanori Kyokane, Shinsuke Iyomasa, Naoki Sawasaki, Yuichiro Tojima,
Hidenari Goto, Masao Matsuda and Sakae Murakami＊

Department of Surgery and Department of Pathology＊, Chukyo Hospital

We report an extremely rare case of successful resection of a recurrent solid-pseudopapillary tumor（SPT）of
the pancreas after tumor rupture. A 58-year-old woman who underwent distal pancreatectomy for a ruptured
SPT of the pancreas 6.5 years earlier and admitted for sudden upper abdominal pain onset was found in com-
puted tomography（CT）to have intraabdominal masses, including a large cystic mass, suggesting recurrent
SPT of the pancreas with intratumor bleeding. Upper gastrointestinal radiography and barium enema showed
stenosis of the jejunum and transverse colon, suggesting direct tumor invation. After pathological comfirma-
tion of SPT by open biopsy, we conductecd surgery, finding 11 intraperitoneal masses 3 to 95mm in diameter,
some adhering strongly to adjacent organs. We completely resected these masses with combined resection of
part of the transverse colon, jejumun, liver, and stomach. Histological examination showed recurrent SPT of
the pancreas with invasion to the transverse colon, jejunum, and liver. Immunohistochemically, tumor cells
were positive for mutant-type p53 staining and the rate of positive cells was 10―20％. Her postoperative
course was good, and the woman is doing well without recurrence 16 months after surgery. To the best of our
knowledge, this is the first reported case of intraperitoneal recurrence after SPT rupture of the pancreas.
Some correlation may be suggested between p53 gene mutation and local tumor invation.
Key words：solid-pseudopapillary tumor, rupture, p53
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