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臨床報告

〔書略画，。第鷺、葎謂〕

特異な出血を契機に発見された十二指腸平滑筋肉腫の1例
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　　　　　　　　　緒　　言

　十二指腸平滑筋肉腫は比較的稀な疾患で腹部腫

瘤や下血を主訴とすることが多い．今回われわれ

は繰り返す下血を主訴とし，頻回の内視鏡検索に

も関わらず，出血源を追求しえず，十二指腸球部

の異常血管の存在から血管の奇形を疑い，血管造

影検査を契機に発見された十二指腸平滑筋肉腫の

1例を経験したので報告する．

　　　　　　　　症　　例

　症例：65歳，男性．

　主訴：下血．

　家族歴二特記すべきことなし．

　既往歴：1955年虫垂切除術．1979年十二指腸潰

瘍．1986年肝機i能障害．

　現病歴：1990年黒色便を主訴に当院受診．上部

消化管内視鏡検査で十二指腸球部の小出血点から

の出血を認めたため，内視鏡的クリッピング施行

し緊急入院となった．

　入院時現症：身長158cm，体重55kg．眼瞼結膜

貧血様，腹部では肝を2横指触れ，腫瘤は触知せ
ず．

　入院時検査成績：便潜血3＋，RBC　187万／

mm3，　Hb　5．．8g／dl，　Ht　18．3％，　WBC　2，720／mm3，

Plt．10．1万／mm3，　GOT　46KU，　GPT　37KU，　ALP

1091U，　Ch・E　O．28∠pH，　T・bi10．6mg／dl，　Fe　11

μg／dl，　TIBC　343μg／dlと貧血および肝機能障害

を認めた．腫瘍マーカーは正常範囲であった．

　上部消化管内視鏡検査（Fig．1A，　B）：十二指腸

球部小三品にFig．1Aのような点状の出血点を

認め，内視鏡観察中に突然出血を認めた．この部

にクリッピングを2ヵ所施行し，止血した．

　十二回忌乳頭の肛門側にわずかに壁外性圧排所

見を認めた（Fig．1B）．

　血管造影検査（Fig．2A，　B）二腹腔動脈造影検査

（Fig．2A）ではF童g．2Bに示すように，前上膵十

二指腸動脈（ASPD）の拡張を認め，腫瘍血管の増

生と腫瘍濃染像（tumor　stain）が見られ，そこか

ら派生した血管が十二指腸球部のクリッピング

（clip）の部に達していた．

　腹部超音波検査（Fig。3A）：十二指腸の下行脚

下部に矢印のごとく，5，3×3cm大の内部にムラ

のあるhypoechoicな腫瘤を認めた．

　超音波内視鏡検査（Fig．3B）：腫瘤は約3cmで

十二指腸下行脚より十二指腸下曲に及んでおり，
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Fig．1A：Asmall　bleeding　was　observed　in　the　bulbus．

　was　observed　in　the　second　part　of　the　duodenum．

B：Aprotruding　lesion
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Fig．2　Selective　celiac　arteriography　demonstrates　several　tumor　vessels

　originating　from　the　widened　anterior　superior　pancreaticoduodenal　artery．

内部にlow　echoのぬけを認めた．

　腹部CT検査（Fig．4）：十二指腸と膵の間に

42×3．5cmの筋肉と同じdensityの辺縁の円滑

な腫瘤を認めた．enhance　CTではenhanceされ

ず，内部はlow　densityとして描出されており，壊

死と考えられた．

　血管造影検査・腹部CT検査より十二指腸原発

の平滑筋肉腫，カルチノイド腫瘍，paraganglioma

が考えられた．カルチノイド腫瘍では時にカルチ

ノイド症候群として知られる特異な臨床症状を示

し，尿中5－HIAAの増加を認めるが，本症例ではい

ずれも認めなかった．また，paragangliomaでは

高血圧等の特異な臨床症状を認めるが本症例では

認めなかった．いずれも，画像診断のみでは鑑別

はできなかったが，臨床症状・経過より十二指腸

平滑筋肉腫が最も疑われ，全胃幽門輸温存膵頭十
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Fig. 3 A: Ultrasonography of leiomyosarcoma (arrow-

 heads). The tumor was hypoechoic, 5.3×3cm in size,
 showing heterogeneous echogenicity. B: Endoscopic

 ultrasonography findings of leiomyosarcoma,

 The tumor was about 3cm in size, including echo-free

 area.
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Fig．6　Histopathological　find量ngs　showing

　leiOmyOSarCOma
　A：HE　stain，　B：Silver　stain．

繊指腸切除術を施行した．

　切除標本肉眼所見（Fig．5A，　B）：主病巣の大き

さは3．3×2．4cmでFig．5Aに示すように管外性

に発育して：おり，潰瘍や痩孔を認めなかった．ま

た腫瘍の中心部には出血を伴っていた．

　病理組織学的所見（Fig，6）：紡錘型細胞が錯難

して増殖し，胞体は好酸性で細胞の異型を認め，

また核が大きく多核化しているものも認められ

た．鍍銀染色では箱入り像が認められ，核分裂像

は明らかではないが，平滑筋肉腫と診断された．

　術後経過は順調で，術後11ヵ月目の現在再発の

徴候は見られていない．

　　　　　　　　　考　　察

　十二指腸平滑筋肉腫は稀な疾患であり，小腸悪

性腫瘍の1～2％を占める1）に過ぎないが近年診

断技術の進歩に伴い，その報告例は増加している．

我々が知り得た範囲で，本邦では藤岡2）の報告以

降，自験例を含め286例が報告されている．その集

Table　l　Reported　cases　of　leiomyosarcoma　of

　duoden㎜in　Japan　（after　1939，286　cases　includ・

　ing　OUr　OWn　CaSe）

1．Age　and　sex

　　Age：4～83y．o．（Average　55．8y．o，）

　　Male：Female＝165：112

2．　Site　of　occurrence

First　　　part

Second　　part

Third　　part

Forth　　　part

First～Second　　part

Second～Third　part

Third～Forth　　part

Second～Forth　part

25　　（10，0％）

136　　（54．6％）

42　　（16．9％）

17　 （6．8％）

12　（4．8％）

12　 （4．8％）

3　（1．2％）

2　（0．8％）

TotaI 249　（100．0％）

3．Growth　fom1

Endocentric

Exocentric

Intramural

Endo　and　exocentric

25　　（13．6％）

133　　（72．3％）

3　（1．6％）

23　　（12．5％）

Tota1 184　（100。0％）

4．Metastasis　and　in盒ltration

Positive　cases

Liver

Pancreas

Lymph　nodes

Lung

Negative　cases

81cases

59cases

12cases

14cases

4cases

71cases

5，Diagnosis　before　operation

　　Correct　diagnosis　　　38．3％（87／227）

計結果をTable　1に示す．発症年齢は平均55．8歳

であり，男女比は約3二2で男性に多い．発生部

位は十二指腸第2部が54．6％と多かった．発育形

式では管外型が多くを占めた．西野ら3）は管外発

育型の腫瘍は管内発育型あるいは混合型の腫瘍に

比べ，より巨大化しやすいと述べている．

　十二指腸平滑筋肉腫では特徴的な症状はない

が，1975年より1991年に報告された202例の臨床症

状について集計すると，Table　2に示すように腹

部腫瘤82例（22。8％）が最も多く，貧血70例

（19．4％），腹部愁訴54例（15．0％），下血51例

（14．2％）などが主症状であった．平滑筋肉腫では

腫瘍が血管に富み，びらんや潰瘍形成を来しやす
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Table　2　Clinical　signs　and　symptoms　of
　leiomyos3rcoma　of　duodenum　reported　in　Japan

　（after　1975～1991，202　cases　including　our　own

　case）

Palpable　mass

Anemia

Abdominal　pain　or　discomfort

Melena

General　fatigue

Dizziness

Weight　loss

ApPet童te　loss

Fever

Not　specified

82（22．8％）

70（19．4％）

54（15，0％）

51（14．2％）

20（5．6％）

10（2．8％）

9（2．5％）

8（2．2％）

8（2．2％）

48（13．3％）

Tota1 360（100．0％）

いことより吐・下血の症状を認めることが多い．

本症例では下血を主訴にしながらも出血源は確認

できず，頻回に内視鏡検査を行ううちに，＋二二

腸乙部に血管の断端と見られる発赤点とここより

の出血を認めた．入院時この出血点に対してク

リッピングを行ったところ，その後便潜血反応が

陰性化したことから，本病変が持続する消化管出

血の原因病変と考えられた．

　十二指腸平滑筋肉腫に対して胃透視，上部消化

管内視鏡検査，腹部CT，血管造影等の検査が行わ

れるが，平滑筋肉腫と平滑筋腫の鑑別は容易では

ない．血管造影では平滑筋腫と平滑筋肉腫は類似

しているが，Meyerら4）は血管造影上腫瘍の大き

さが5cm以上で，毛細血管相において不規則な分

葉状の輪郭が得られた場合には，肉腫を疑うべき

だと述べている．本症例では，内視鏡で観察され

た出血点については血管異常の存在が疑われ，そ

の結果施行した血管造影検査が腫瘍を発見する契

機となった．しかし，血管造影検査上は，内視鏡

で観察された出血点と腫瘍血管の位置とは離れて

おり，出血点と平滑筋肉腫との直接の関係は明ら

かではな：いが，腫瘍血管により増生した血管の一

部が十二指腸球部に異常血管として出現した可能

性もあると考えられた．したがって，本症例にお

いて長期にわたり反復し認められた，下血と貧血

はこの腫瘍より派生した血管からの出血の結果と

考えられたが，これまで報告された平滑筋肉腫症

例に認めた下血や貧血はいずれも腫瘍の一部に形

成された潰瘍からの出血によるものであり，我々

の症例で推察されたような形での出血の報告は認

めなかった．

　平滑筋肉腫の腹部CTについては，　plain　CT

で，ややdensityの低い辺縁平滑なsolid　massと

して描出され，enhance　CTでは，内部は描出され

ず，周辺部のみがenhanceされるのが特徴的な像

である，内部のlow　density部は中心壊死と随伴

する液化を表しているとされている5）．当症例に

おいても中心部のlow　densityは壊死部と考えら

れ，その周辺部は強くenhanceされた．

　治療は外科的治療であるが，平塚ら6）によると，

膵頭十二指腸切除術と十二指腸部分切除術が大半

を占めるとされている．予後は平塚らによると，

平均生存期間は1年3ヵ月であり，McBrienら7）

によると，平均1年で最長は7年5ヵ月とされて

おり，不良である．

　　　　　　　　　結　　論

　今回我々は十二指腸の血管異常を考え血管造影

検査を行ったことにより発見された，稀な経緯で

見つかった十二指腸平滑筋肉腫の1例を経験した

ので報告した．

　下血を主訴とする出血部位の不明な症例に対し

ては，上部消化管内視鏡検査による十二指腸下行

脚以下までの観察を丹念に行い，潰瘍病変やわず

かな島外性圧排所見の有無についても検索するこ

とが必要と考えられた．
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