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原稿募集のお願い

　「現代産婦人科」（中国四国産科婦人科学会雑誌）第72巻第２号（令和６年５月発行予

定）の原稿を募集しております。応募者は，本号に掲載している最新の投稿規程に従い，学

会ホームページのオンライン投稿査読システムにアクセスし御投稿下さい。多数の御投稿を

お願い申し上げます。

締切日　令和５年12月25日（月）正午

・　郵送による御投稿は一切受け付けません。

・　応募者は，投稿開始時にアカウントの作成が必要です。

・　採録された論文は順次掲載されます。

・　�締切日を過ぎて投稿された論文，編集上の期限までに採録に至らなかった論文は，採録

後は次号への掲載となります。

＜問い合わせ先＞

〒700−8558　岡山市北区鹿田町２−５−１

岡山大学医学部産科婦人科学教室内

「現代産婦人科」編集委員会事務局

TEL　086−235−7320（直通）　FAX　086−225−9570

E-mail　obgyn@cc.okayama-u.ac.jp

学会ホームページ　http://tyuushi-obgyn.jp/index.html

※�投稿規程とオンライン投稿査読システム内の用語等に一部齟齬がござ

いますことを何卒ご容赦ください。

第75回中国四国産科婦人科学会総会にて，「現代産婦人科」第73巻第１号より冊子体での配

布を廃止することが決定いたしましたことをご報告申し上げます。

� 中国四国産科婦人科学会





（会　　　則）

第１条	 本会は中国四国産科婦人科学会と称す。
第２条	 �本会は中国四国９県の産科婦人科学会より構成さ

れ，各県産科婦人科学会々員は本会々員となる。
第３条	 �本会は産婦人科学の進歩発展に寄与し，併せて会員

の親睦をはかることを目的とする。
第４条	 �本会は前条の目的を達成するために次の事業を行う。
　　　　１）学術集会の開催。
　　　　２）機関誌の発行。
　　　　３）優秀論文の顕彰。
　　　　４）その他必要事業。
第５条	 本会に次の役員を置く。
　　　　１）評議員　若干名 
　　　　　　�日本産科婦人科学会規約に依り選出された代議

員は，そのまま本会の評議員となる。
　　　　２）理　事　若干名
　　　　　　�各県の地方部会長および大学医学科の産科婦人

科領域の教授を理事とする。
　　　　３）会　長　１名　
　　　　　　�学術集会開催地の理事の中の１名がこれに当る。
　　　　４）監　事　２名　
　　　　　　評議員会で選出され，会務を監査する。
　　　　５）幹　事　２名
　　　　　　�事務所に１名，開催地に１名とし会長がこれを

任命する。これら役員の任期は特に規定された
ものの他は，１ヵ年とする。但し，重任を妨げ
ない。

第６条	 本会に名誉会員を置くことができる。
第７条	 �本会の運営は評議員会の審議を経て理事会がこれに

当る。
第８条	 �本会の運営に必要な経費は会員数に応じて各県産科

婦人科学会の分担とする。但し，学術集会に必要な
経費については，他に参加費を徴収するものとす
る。学生・初期研修医からは参加費を徴収しない。

第９条	 �本会則の改定は評議員会の議を経て総会に報告する
ものとする。

第10条	 本会の事務所は当分の間
　　　　　〒700-8558岡山市北区鹿田町2-5-1
　　　　　岡山大学医学部産科婦人科学教室内に置く。

　　　　　　　　　　　　改定　昭和49.  10.  27
　　　　　　　　　　　　改定　昭和56.  10.  10
　　　　　　　　　　　　改定　平成21.  ９.  27
　　　　　　　　　　　　改訂　平成22.  ９.  19
　　　　　　　　　　　　改訂　令和元.  ９.  22

（内　　　規）

第１条	 機関誌の発行
　　　　１）�機関誌「現代産婦人科」の発行は毎年２回行

う。（２月と７月）
　　　　２）編集は本会事務局において行う。
　　　　３）刊行費は運営費によってまかなわれる。
　　　　４）�機関誌は各地方部会を通じて会員に配布され

る。
　　　　５）�原著掲載料として組上り６頁を越える印刷代及

び別刷代は著者の負担となる。
　　　　６）�投稿規程は別に定める。
第２条	 本会の運営
　　　　�本会は運営の円滑化を計るため，理事会の諮問機関

として次の委員会を組織する。
　　　⑴　委員会の種類
　　　　１）運営委員会
　　　　　�委員会の設置改廃，日本産科婦人科学会，各県産

科婦人科学会，産婦人科医会との連絡，その他本
会の運営に必要な事項。

　　　　２）学術委員会
　　　　　�学術集会に関すること。特に学術集会に関する年

次計画の作成，特別講演，シンポジウムの主題の
選択ならびに担当者の選定，学会賞（八木賞）候
補の推薦，公募臨床研究の選定。

　　　　３）編集委員会
　　　　　�編集方針の検討立案その他機関誌発行に必要な事

項。
　　　　４）財務委員会
　　　　　本会の予算，決算に関する事項。
　　　⑵　委員会の構成
　　　　　�委員会委員は原則として，評議員をあて理事会で

選考されるが必要により理事会の推薦するものを
加えることができる。委員長は理事の互選により
選出される。但し運営委員会は，会長を委員長と
し，前期並びに次期会長を副委員長とする。委員
会委員の任期は１ヵ年とし，重任を妨げない。各
委員会の定数は次の通りとする。

　　　　　　　運営委員会　若干名
　　　　　　　学術委員会　若干名
　　　　　　　編集委員会　若干名
　　　　　　　財務委員会　若干名
　　　　　※定数は理事会において検討
　　　⑶　委員会の運営　　 
　　　　　�委員会は年１回総会開催時に行われる。委員長は

必要により臨時委員会を招集しあるいは通信委員

中国四国産科婦人科学会々則



会により，協議することができる。
第３条	 学会賞（八木賞）の選定
　　　　１）�学会賞受賞の対象となる論文は過去２年間に本

学会機関誌「現代産婦人科」，The Journal of 
Obstetrics and Gynaecology Research，あるい
はピアレビュー制度のある雑誌に印刷，公表さ
れたもので，かつ論文内容が中国四国産科婦人
科学会で既に発表されたものとする。　

　　　　　　�また，応募者は関連論文５編以内と履歴書を添
付する。

　　　　２）�学会賞に応募，又は推薦を希望するものは本学
会々員に限る。

　　　　３）�論文は単著，共著を問わない。但し共著の場
合，受賞対象者は筆頭著者１名に限る。

　　　　４）�審査は学術委員会がこれに当たるが，応募論文
題目は全評議員に公示されるものとする。

　　　　５）�応募者は論文別冊の指定部数を本学会総会開催
１ヵ月前までに本会事務所に送付する。

　　　　６）�学会賞受賞者数は原則として１名とする。受賞
者には賞状及び賞牌を授与する。

　　　　７）�学会賞受賞者には，次回の本学会学術講演会に
おいて受賞論文の内容について講演する機会を
与える。

第４条	 中国四国産科婦人科学会名誉会員の選出
　　　　１）�本学会に対し特に功績のあった会員を名誉会員

として顕彰することができる。
　　　　２）�各県産科婦人科学会より理事会に申請され，理

事会がこれを審議する。そして評議員会と総会

で報告する。長らく各県産科婦人科学会の発展
に功労のあった会員がその対象となる。

　　　　３）�日本産科婦人科学会名誉会員および功労会員は
合同地方部会名誉会員となる。

　　　　４）名誉会員の会費は徴収しない。
　　　　５）名誉会員には，名誉会員証を贈る。
第５条	 �運営費は当分の間，会員１人当り年間5,000円とし

て各県産科婦人科学会毎にとりまとめ，毎年９月ま
でに本会事務所に納入する。本会の会計年度は７月
１日より翌年６月30日とする。

第６条	 �本内規の改変は評議員会の議を経なければならな
い。

　　　　　　　　　　　　改定　昭和49.  10.  27
　　　　　　　　　　　　改定　昭和50.  10.  19
　　　　　　　　　　　　改定　昭和53.  10.  22
　　　　　　　　　　　　改定　昭和57.  10.  ２
　　　　　　　　　　　　改定　平成３. 9 .  28
　　　　　　　　　　　　改定　平成５.  10.  23
　　　　　　　　　　　　改定　平成８.  10.  ５
　　　　　　　　　　　　改定　平成10.  10.  17
　　　　　　　　　　　　改定　平成15. 9 .  19
　　　　　　　　　　　　改定　平成18.  10.  ８
　　　　　　　　　　　　改定　平成21. 9 .  17
　　　　　　　　　　　　改訂　平成22. 9 .  19
　　　　　　　　　　　　改訂　平成29. 9 .  24
　　　　　　　　　　　　改訂　令和元. 9 .  22
　　　　　　　　　　　　改訂　令和４. 9 .  18



会　長　　岩　佐　　　武（徳島）

理　事　　岩　佐　　　武（徳島）　金　西　賢　治（香川）　京　　　哲　　（島根）

　　　　　工　藤　美　樹（広島）　下　屋　浩一郎（岡山）　杉　野　法　広（山口）

　　　　　杉　山　　　隆（愛媛）　谷　口　文　紀（鳥取）　前　田　長　正（高知）

　　　　　増　山　　　寿（岡山）

監　事　　江　尻　孝　平（岡山）　安　井　敏　之（徳島）

幹　事　　吉　田　加奈子（徳島）　鎌　田　泰　彦（岡山）

委員会委員名

運営委員会　　委員長　岩　佐　　　武（徳島）

　　（副）京　　　哲　　（島根）　杉　野　法　広（山口）

　　　　　吉　田　加奈子（徳島）　末　岡　幸太郎（山口）

学術委員会　　委員長　岩　佐　　　武（徳島）

　　　　　岩　佐　　　武（徳島）　金　西　賢　治（香川）　京　　　哲　　（島根）

　　　　　工　藤　美　樹（広島）　下　屋　浩一郎（岡山）　杉　野　法　広（山口）

　　　　　杉　山　　　隆（愛媛）　谷　口　文　紀（鳥取）　前　田　長　正（高知）

　　　　　増　山　　　寿（岡山）

財務委員会　　委員長　増　山　　　寿（岡山）		

　　　　　岩　部　富　夫（鳥取）　江　尻　孝　平（岡山）　金　崎　春　彦（島根）

　　　　　坂　本　康　紀（高知）　沼　　　文　隆（山口）　藤　田　卓　男（香川）

　　　　　三　好　博　史（広島）　安　井　敏　之（徳島）　横　山　幹　文（愛媛）

編集委員会　　委員長　増　山　　　寿（岡山）

　　　　　岩　佐　　　武（徳島）　金　西　賢　治（香川）　鎌　田　泰　彦（岡山）

中 国 四 国 産 科 婦 人 科 学 会
役員及び委員会（2023年9月18日〜2024年9月23日）



（鳥取）岩　部　富　夫　　佐　藤　慎　也　　高　橋　弘　幸

（島根）折　出　亜　希　　金　崎　春　彦　　皆　本　敏　子

（岡山）小　川　千加子　　鎌　田　泰　彦　　長　尾　昌　二　　中　塚　幹　也

　　　　中　村　圭一郎

（広島）伊　達　健二郎　　古　宇　家　正　　熊　谷　正　俊　　中　西　慶　喜

　　　　三　好　博　史　　向　井　百合香

（山口）佐　世　正　勝　　末　岡　幸太郎　　沼　　　文　隆

（徳島）西　村　正　人　　前　川　正　彦　　安　井　敏　之

（香川）田　中　宏　和　　花　岡　有為子　　米　沢　　　優

（愛媛）近　藤　裕　司　　竹　原　和　宏　　矢　野　浩　史　　横　山　幹　文

（高知）坂　本　康　紀　　永　井　立　平　　林　　　和　俊

中 国 四 国 産 科 婦 人 科 学 会
評　　議　　員（2023年9月18日〜2024年9月23日）

（鳥取）長　田　昭　夫　　前　田　一　雄　　寺　川　直　樹　　原　田　　　省

（島根）北　尾　　　学　　宮　㟢　康　二　　小　村　明　弘

（岡山）河　野　一　郎　　本　郷　基　弘　　平　野　隆　茂　　奥　田　博　之

　　　　平　松　祐　司　　塩　田　　　充

（広島）大　濱　紘　三　　土　光　文　夫　　絹　谷　一　雄　　平　林　光　司

　　　　占　部　　　武　　吉　田　信　隆　　勝　部　泰　裕　　内　藤　博　之

　　　　上　田　克　憲

（山口）加　藤　　　紘　　西　村　博　通　　伊　東　武　久

（徳島）青　野　敏　博　　奈　賀　　　脩　　吉　本　忠　弘　　鎌　田　正　晴

　　　　三　谷　　　弘　　中　山　孝　善　　苛　原　　　稔　　春　名　　　充

　　　　古　本　博　孝

（香川）猪　原　照　夫　　神　保　利　春　　半　藤　　　保　　原　　　量　宏

　　　　樋　口　和　彦　　秦　　　利　之

（愛媛）福　井　敬　三　　池　谷　東　彦

（高知）相　良　祐　輔　　深　谷　孝　夫　　濱　脇　弘　暉

中国四国産科婦人科学会
名　誉　会　員



■名称について

中国四国産科婦人科学会機関誌は「現代産婦人科」。英文名はModern Trends in Obstetrics & Gynecology，
略号はMod Trends Obstet Gynecolとする。
■投稿について

１．本誌に投稿するものは，共著者を含め原則として本会の会員に限る。
　　非会員を掲載する場合は，単年度会費を事務局に納入する。
　　学生，初期研修医名を掲載する場合はこの限りでなく，単年度会費を徴収しない。
２．�本誌は年３回発刊し，第１号の〆切は６月30日，第２号の〆切は12月25日とする。なお，Supplementは

学会抄録集とする。
３．本誌に投稿した論文の著作権は中国四国産科婦人科学会に所属する。
４．�論文の種類は原著，症例報告とする。総説，診療指針，内外文献紹介，学会関連記事，座談会記事等は

編集委員会が承認したもの，あるいは依頼したものとする。
５．�論文は他紙に未発表のもので，それ自身で完結していなければならない。続報形式のものは認めない。
６．論文は和文とし，欧文は受け付けない。ただし，図表はこの限りでない。
７．�投稿の方法は電子投稿に限る。オンライン投稿・査読システム（https://mc.manuscriptcentral.com/

mtog）にアクセスし，必須事項を入力の上，表示される指示に従って投稿すること。　
８．�本誌は査読制を敷く。原稿の採否は査読者の意見を参考にして，編集委員長が決定し，事務局から通知

する。採録決定日以降に，論文の「掲載予定証明書」を編集委員長名で発行することができる。
９．�採録（受理）された論文は順次掲載される。掲載料は組上り６頁（概要，本文，図表，写真，文献を含

む）までは，１万円とする。６頁を越える部分の印刷に要する費用，カラー印刷にかかる費用は著者に
別途請求する。

10．�別冊については送料を含め全額著者負担とする。これらの費用は論文が掲載された時点で徴収する。

■論文の書き方

１．�原稿の長さは文献，図表も含め8,000字以内とする。なお表題，概要，英文抄録は字数に含めない。図表
は１点400字で換算する。

　　その他の原稿の長さは編集委員会の指示に従う。
２．文字原稿の作成は，A４版横書きで，Microsoft Wordを使用すること。
　　査読のため各頁下に頁数，各頁左端に行番号を付けること。
３．本文の記述の順序は，
　　�１頁目：表題，所属，著者名（それぞれ英文も併記），連絡先（筆頭著者の氏名，メールアドレス．所属

施設の名称，住所，電話，FAX番号）
　　２頁目：概要（800字以内）とキーワード（日本語５つ以内，英語５つ以内）
　　３頁目：英文抄録200単語以内（double spaceで入力のこと）
　　�４頁目以降に【原著論文】緒言，方法，成績，考案，文献，図表の順に，【症例報告】緒言，症例，考案，

文献，図表の順に記載する。本文中には図表の引用個所を明示する。
４．�図表はMicrosoft Word，Excel，Power Pointを用いて作成し， １枚ずつに分けて番号を付ける。タイト

学 術 論 文 投 稿 規 程



ルおよび説明文は本文の文献の後にまとめて記載すること。光顕写真には撮影倍率もしくはスケールを
入れること。なお学会発表に用いたPower Pointによる図表はそのまま使用せず，投稿に適した形に修正
すること。また，他雑誌からの図表を引用する場合は，著者の責任で使用許諾をとっておくこと。

５．単位，記号はm, cm, mm, g, mg, μg, l, ml, ℃, pH, N, M, Ci, mCi, μCiなどとする。
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総投与量1,132 mgで発症した塩酸リトドリンによる薬剤性白血球減少症の１例

前田　崇彰・笹田ひかり・田村　貴央

公立学校共済組合　四国中央病院　産科婦人科

Drug-induced leukopenia secondary to ritodrine hydrochloride (total dose 1,132 mg):  
A case report

Takaaki Maeda・Hikari Sasada・Takao Tamura

Department of Obstetrics and Gynecology, Shikoku Central Hospital of the Mutual aid Association of Public School teachers

本邦では，切迫早産に対して塩酸リトドリン（以下リトドリン）は最も汎用されている子宮収縮抑制薬である。副作用とし
て，頻度は不明であるが薬剤性白血球減少症があり，中毒性機序もしくは免疫学的機序により発症する。前者による発症は
リトドリンの総投与量に依存し，概ね5,000 mg以上の投与で無顆粒球症に至るリスクが上昇する。
今回，我々は総投与量1,132 mgで発症したリトドリンによる薬剤性白血球減少症を経験した。症例は27歳，１妊０産。妊娠
29週６日より切迫早産のためリトドリンの内服を開始した。妊娠33週６日より入院の上，リトドリン静脈投与を開始した。
入院時の白血球数は正常であったが，妊娠34週５日に白血球数の減少を認めたためリトドリンによる薬剤性白血球減少症と
診断した。リトドリンを中止して硫酸マグネシウム静脈投与等，他剤に変更したところ，翌日には白血球数は回復へと転じ
た。妊娠40週２日に正常経腟分娩となり，出生児の白血球数・好中球数はともに正常であった。
今回の症例においては，薬剤リンパ球刺激試験（Drug lymphocyte stimulation test: DLST）の結果が陰性であるため，中毒
性機序による発症の可能性が高い。したがって次回妊娠時においてリトドリンの使用は可能と考えられるが，使用する際は
総投与量に注意し週１回以上の血液検査を行いながら管理するのが望ましい。

Ritodrine hydrochloride (ritodrine), commonly used for tocolysis in Japan, is associated with drug-induced 
leukopenia. However, the prevalence of this adverse effect remains unknown, and it is attributable to toxic 
or immunological mechanisms. Toxicity is associated with the total ritodrine dose; administration of doses 
≥5,000 mg increases the risk of agranulocytosis.
We observed drug-induced leukopenia secondary to ritodrine administration (total dose 1,132 mg) in a 27-year-
old-woman (gravida 1, para 0) administered ritodrine orally from 29+6 weeks’ gestation for management 
of threatened premature delivery. After hospitalization at 33+6 weeks, she received intravenous ritodrine. 
Although the patient’s white blood cell count (WBC) upon admission was within the normal range, WBC 
decreased at 34+5 weeks’ gestation, and we diagnosed drug-induced leukopenia. Ritodrine was discontinued, 
and therapy was switched to other drugs, and her WBC recovered the following day. The patient had a 
normal vaginal delivery at 40+2 weeks, and the neonate’s WBC counts were within the normal range. 
In this case, the drug lymphocyte stimulation test showed negative results; therefore, ritodrine-mediated 
toxicity was considered the most likely mechanism underlying this complication. We concluded that ritodrine 
could be safely administered during subsequent pregnancies; however, weekly blood testing was necessary to 
determine the total dose. 

キーワード：リトドリン，薬剤性白血球減少症，薬剤リンパ球刺激試験
Key words：ritodrine, drug-induced leukopenia, drug lymphocyte stimulation test

緒　　　言

　本邦では，リトドリンは切迫早産に対して最も汎用
されている子宮収縮抑制薬である。副作用として，頻
脈や手指振戦などの交感神経症状が代表的であるが，
稀に白血球減少症や血小板減少症などの血液毒性が認
められることがある。白血球減少症のうち，好中球数
が1,500 /�μ�L未満に減少したものを好中球減少症，特に
500 /�μ�Lまでに重篤化したものは無顆粒球症と定義さ

れ１��），肺炎や敗血症などの重症感染症により生命の危機
に曝される場合がある。薬剤性白血球減少症は投与薬剤
やその代謝産物に対する中毒性機序もしくは免疫学的
機序により発症し，通常は投薬の中止によって軽快す
るものである２��）３��）。前者はリトドリンの総投与量に依
存し，概ね5,000 mgで無顆粒球症に至るリスクが上昇す
る４�）５�）。一方，後者は投与量に関わらずいったん感作が
生じると急速に進行するため重篤化しやすく，再使用時
においても再現性が高い。両者の鑑別には薬剤リンパ球
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刺激試験（Drug lymphocyte stimulation test: DLST）
が用いられ，再使用の可否に関する補助診断として有用
である。
　今回，我々は総投与量1,132 mgで発症したリトドリン
による薬剤性白血球減少症を経験したので，次回妊娠時
の使用に関しての考察も加え報告する。

症　　　例

27歳
身長163 cm，非妊時体重49 kg
妊娠歴　１妊０産
既往歴　なし
アレルギー　なし
現病歴　自然妊娠し前医で妊婦健診を受け，経過は順調
であった。妊娠29週６日に帰省分娩希望のため当院紹介
となった。
　妊娠29週６日（初診時），子宮収縮の回数増加に加え

子宮頸管長23 mmと短縮を認めたため切迫早産と診断
し，安静ならびにリトドリン錠内服（10〜20 mg/day）
を開始した。以後，子宮収縮は安定し子宮頸管長も短縮
することなく経過した。
　妊娠33週６日，規則的な子宮収縮と子宮頸管長12 mm
とさらなる短縮を認めたため，入院の上，リトドリン静
脈投与（65μg/min）を開始した。入院時の白血球数（好
中球数）は6,000 /�μ�L（4,536 /�μ�L）であった（当院基
準値：4,000 /�μ�L〜10,000 /�μ�L）。妊娠25週時，前医で
の白血球5,900 /�μ�Lと正常であった。
　妊娠34週２日，規則的な子宮収縮を認めたが，リトド
リンを82μg/minへ増量したところ改善した。
　妊娠34週５日，白血球数（好中球数）は3,600 /�μ�L
（2,279 /�μ�L）と減少を認めた（表１）。発疹や発熱と
いったウイルス感染症を疑う臨床症状は認めず，白血球
数以外の血球異常も認めないことからリトドリンによる
薬剤性白血球減少症の可能性が高いと判断し，硫酸マグ

妊娠週数とリトドリン投与中⽌後⽇数

リトドリン中⽌

10〜20
mg/⽇

65μg/分
〜

82μg/分

リトドリン内服
28⽇間：500mg

リトドリン静脈投与
6⽇間：632mg

WBC(/μL)
3,600

2,279 2,074

3,400

2,500

1,700

5,900

2,932

図１　経過と白血球数・好中球数の推移
リトドリン中止後翌日には回復へと転じ，６日目には，5,900 /μLまで回復した。

白血球減少を認めるが，好中球減少や肝機能障害などその他，リトドリンによる副
作用は認めなかった。

表１　白血球減少診断前後の血液検査結果
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ネシウム静脈投与に変更の上，高次施設へ母体搬送とし
た。
　転院先にて硫酸マグネシウムの継続の他，イソクスプ
リン塩酸塩，ピペリドレート塩酸塩，およびニフェジ
ピン内服にて加療が行われた。白血球数（好中球数）
は2,500 /�μ�L（1,700 /�μ�L）まで減少したものの，リ
トドリン中止後翌日には回復へと転じ，６日目には，
5,900 /�μ�L（2,932 /�μ�L）まで回復した（図１）ため，
リトドリンによる薬剤性白血球減少症と診断した（転院
先基準値：3,300 /�μ�L〜8,600 /�μ�L）。 
　妊娠36週６日，再度当院へ転院となり，妊娠40週２日
に正常経腟分娩に至った。出生児の白血球数（好中球
数）は15,700 /�μ�L（9,404 /�μ�L）と正常であった。母児
ともに経過良好のため産褥５日目に退院となった。尚，
妊娠38週６日に行ったDLSTの結果はリトドリン錠・静
注液ともに陰性であり，中毒性機序による薬剤性白血球
減少症であった可能性が高いと考えられた。

考　　　案

　本邦では，リトドリンは切迫早産に対して最も汎用さ
れている子宮収縮抑制薬である。
　副作用の１つとして，頻度は不明であるが薬剤性白血
球減少症があり，中毒性機序もしくは免疫学的機序によ
り発症する２�）３�）。中毒性機序による発症は，薬剤もしく
はその代謝産物が顆粒球系前駆細胞の核内物質や細胞内
蛋白と直接結合することによって生じる２�）３�）。用量依存
的に白血球数の緩徐な減少を認めることが多く，リトド
リンにおいては概ね総投与量5,000mg以上で無顆粒球症
に至るリスクが上昇する４〜６�）。一方，免疫学的機序によ
る発症は，薬剤が好中球の細胞膜に結合し抗好中球抗体
を産生し，貪食細胞によって破壊され発症３�）する。一
般に薬剤投与例の約10%で起こるとされている７�）。薬剤
投与以前に感作されていれば１日〜１週間，感作されて
いなければ１週間〜10日で抗体が産生され発症する遅延

型アレルギー反応と考えられており，比較的急速な経過
を辿る。
　両者の鑑別には，DLSTが有用である６�）。表２に薬
剤性白血球減少症の発症機序による鑑別をまとめる。
DLSTは特定の薬剤によるリンパ球の増殖を指標とし
て免疫応答を評価でき，in vitroであるため侵襲性も低
く，薬疹に対して被疑薬を検索する目的で実施すること
が多い。検査にあたっては発症直後だと偽陰性になり
やすく，発症から１〜２ヶ月後の検査が推奨されてい
る８�）。また，対象薬剤によって陽性率が異なり，リトド
リンの陽性率に関して報告はないが，DLST陽性は免疫
学的機序による発症を示唆する所見とする報告７�）９�）も
ある。
　本症例は，リトドリン総投与量1,132 mg，総投与期間
34日間（内服28日間，計500 mg，静脈注射６日間，計
632 mg）で白血球減少症に至った。顆粒球減少症や無
顆粒球症に至り，産後侵襲性肺アスペルギルス症を発症
し外科的治療を要した報告10�）や帝王切開術後に敗血症
に至った報告11�）もある。さらに，早産率が53.2%に上昇
するという報告４�）もある。総投与量が比較的少ない時
点で薬剤性白血球減少症を診断できたため，重篤化を防
ぐことができたと思われる。しかしながら，発症機序に
ついては臨床経過のみでは判断が困難であった。今回の
発症が免疫学的機序によるものであった場合はすでに感
作が生じているため，次回妊娠時に使用すると急速な経
過で白血球減少が進行して無顆粒球症に至り，母児とも
に重篤な感染症を発症する可能性がある。切迫早産に対
してリトドリン以外にも使用可能な薬剤（例えば硫酸マ
グネシウムなど）は存在する。子宮収縮抑制薬投与終了
後，２日以内と短期間で分娩となる症例は２−３割とい
う報告12�）13�）がある。短期間での分娩となった場合，リ
トドリンに関しては児への影響として，心障害14�），低血
糖，硫酸マグネシウム併用時の高カリウム血症15�）など
があるがいずれも長期大量投与による報告が多い。硫酸

本症例では，臨床経過のみでは機序について判断するのは困難であった。

表２　薬剤性白血球減少症（顆粒球減少，無顆粒球症）の機序別の特徴
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マグネシウムに関しては投与を終了した後，母体側では
速やかに腎から排泄されるが，新生児では排泄機能が十
分に発達していないため常用量（1.0 g/h）であったとし
ても高マグネシウム血症が数日持続する可能性があり，
呼吸障害や筋緊張低下の発症リスクがあるため注意が必
要とされている16�）。しかしながら，両者の薬剤において
母児の合併症の発生率やその有意差などについて比較検
討した報告はない。
　以上の理由により発症機序を解明し，リトドリン使用
の選択肢を残すことは重要と考え，本人・家族の同意を
得てDLSTを行ったところ，リトドリン錠・静注液とも
に陰性であり，中毒性機序による発症であった可能性が
高く，次回妊娠時においてもリトドリンの使用は容認さ
れると考えられた。もちろん，リトドリンの投与量や投
与期間，副作用に応じて速やかに硫酸マグネシウムに変
更するか，あるいは硫酸マグネシウムを第一選択薬とす
ることも考慮される。
　本症例同様，薬剤性白血球減少症は原因薬剤の投与中
止後１週間程度で自然回復を見込めることが多いが，顆
粒球コロニー刺激因子（Granulocyte colony stimulating 
factor: G-CSF）を使用した報告17〜21�）も散見される。
G-CSFの投与により好中球数の回復日数の短縮に加え，
感染症合併率の低下，抗菌薬使用日数の低下などの有効
性が示されている22�）。リトドリンによる白血球減少にお
いてもG-CSFの投与により回復までの期間が6.1日から
3.6日に有意に短縮したとの報告６�）がある。 
　一方，妊娠中のG-CSF投与は子宮頸管熟化や陣痛発来
に関与する可能性も指摘されている23�）。胎仔では胎盤通
過性が認められる24�）ため，胎盤通過性による胎児への
影響については十分な検討が必要と思われる。以上よ
り，妊娠中のG-CSFの使用は発熱性好中球減少症といっ
た感染症を併発している症例やSurgical site infectionが
懸念される帝王切開が必要な症例での使用などの場合を
除いては慎重に考慮すべきである。
　いずれにしても，「無顆粒球症に至る前にいかに早期
に発見できるか」が重要である。リトドリンによる薬剤
性白血球減少症では，白血球数が4,000 /�μ�Lを下回って
から10日以内に無顆粒球症に至る症例が多く，投与期間
中は少なくとも週１回程度の血液検査を施行することが
推奨されている25�）。本症例もリトドリン静脈投与開始か
ら６日目に血液検査を行うことで無顆粒球症に至る前に
早期に診断し対処することができた。

結　　　語

　リトドリンによる薬剤性白血球減少症の１例を経験し
た。本症例はDLST陰性であり，中毒性機序による発症
の可能性が高い。したがって次回妊娠時においてリトド
リンの使用は可能と考えられるが，使用する際は総投与

量に注意し，週１回以上の血液検査を行いながら管理す
るのが望ましい。

　本論文に開示すべき利益相反はない。
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腹腔鏡手術所見により診断したintramural pregnancyの一例
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Intramural pregnancy diagnosed using exploratory laparoscopy: A case report

Takashi Ikeda・Syuichi Kurihara・Ami Hirayama・Keiko Tabuchi・Yui Nishino・Tatsuya Komamizu�
Shiho Nakano・Hatsuko Semura・Atsushi Takasugi・Ayami Shinoda・Ryoko Kajiwara・Naotoshi Honda

Department of Obstetrics and Gynecology, Matsuyama Red Cross Hospital

intramural pregnancyとは，異所性妊娠のうちの稀な一亜型であり，診断の要件は「筋層が妊娠成分を囲い，子宮腔・卵
管から離れているもの」とされる。患者背景として，子宮手術や子宮内操作の既往を有することが多い。画像検査による
術前の正診率は半数程度とされており，診断は困難である。今回，腹腔鏡手術所見により診断した既往帝王切開術後の
intramural pregnancyを経験したので報告する。症例は44歳，２妊１産。帝王切開１回。続発性無月経，下腹部痛，妊娠反応
陽性のため当科へ紹介された。経腟超音波検査，骨盤部MRI検査で子宮右前方に単純嚢胞を認めた。血液検査で血清hCGは
27,284 mIU/�mLであった。右卵管間質部妊娠を疑い腹腔鏡手術を施行したところ，異所性妊娠部位は子宮右前方の筋層内へ
の妊娠であり，intramural pregnancyであった。再度の説明が必要と判断し，診断のみで終了した。methotrexate（MTX）
投与を開始したが，早期の治療終了を希望され，腹腔鏡下単純子宮全摘出術を施行した。異所性妊娠の術前診断において，
画像での病変の局在が典型的でない場合は，intramural pregnancyも鑑別におくべきである。

Intramural pregnancy, a rare subtype of ectopic pregnancy, can be diagnosed only if the myometrium 
surrounds the conceptus and is separated from the uterine cavity and oviducts. Patients often have a history 
of uterine or intrauterine surgery. Diagnosis is challenging, with a preoperative diagnostic accuracy rate of 
approximately 50%. We report a case of intramural pregnancy diagnosed using exploratory laparoscopy in a 
44-year-old woman (gravida 2, para 1) with a history of cesarean delivery. The patient presented for evaluation 
of abdominal pain and amenorrhea and had a positive pregnancy test result. Transvaginal ultrasonography 
and magnetic resonance imaging showed a simple right-sided cyst, anterior to the uterus. The serum human 
chorionic gonadotropin level was elevated to 27,284 mIU/mL. We initially diagnosed the patient with a 
right tubal interstitial pregnancy and performed exploratory laparoscopy, which unexpectedly revealed 
an intramural pregnancy, and she was administered methotrexate; however, we finally performed total 
laparoscopic hysterectomy. Intramural pregnancy should be considered in the differential diagnosis in women 
with an unclear site of pregnancy. 

キーワード：異所性妊娠，既往帝王切開，腹腔鏡手術
Key words：intramural pregnancy, intramural ectopic pregnancy

緒　　　言

　intramural pregnancyとは，異所性妊娠のうち稀な一
亜型であり，診断の要件は「筋層が妊娠成分を囲い，子
宮腔・卵管から離れているもの」とされる１，２）。患者背
景として，子宮手術や子宮内操作の既往を有することが
多い。今回，既往帝王切開術後のintramural pregnancy
の一例を経験したので報告する。

症　　　例

44歳，２妊１産 帝王切開１回
既往歴：特記事項なし

家族歴：特記事項なし
病歴：生来月経は整であった。最終月経開始はX月ご
ろ，日付は不詳であった。X＋２月頃から断続的な下
腹部痛が出現し，近医消化器内科で腹部単純CT検査を
受け，骨盤内に異常はなかった。その後市販の妊娠検
査薬が陽性となったため前医を受診した。子宮内に胎
嚢を認めず，血清ヒト絨毛ゴナドトロピン（hCG）は
19,240 �mIU/��mLであった。正常妊娠が否定的なため当
科を紹介受診した。初診時，腟鏡診で血性帯下を認めな
かった。経腟超音波断層法で子宮内膜は高輝度で，肥厚
していた。子宮右前方に14 mmの単房性嚢胞を認めた
が，嚢胞の内部は無エコーで卵黄嚢や胎児心拍を認めな
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かった（図�１）。血液検査で血清hCGは27,284 mIU/��mL
と上昇していた。胞状奇胎の可能性を考慮し，子宮内
容除去術を施行したが，絨毛組織を認めず，血清hCGの
低下はなかった。骨盤部単純MRI検査では，子宮右前方
の嚢胞は17 mm大のT2高信号を呈する円形嚢胞性病変
として認められた。嚢胞は子宮との連続性があり，嚢
胞と子宮内膜や帝王切開瘢痕部との連続性はなかった
（図�２）。右卵管間質部妊娠を疑い，腹腔鏡手術（初回）
を施行する方針とした。術前に患者へは，腹腔鏡手術所
見に基づき右卵管と右卵管間質部の楔状切除を施行する
可能性があることを説明した。
初回の腹腔鏡手術所見（図�３）：
　腹腔内には淡血性腹水を少量認めた。子宮体部前壁の
一部に腹腔側へなだらかに隆起した部位があり，同部位
は内部に液体の貯留が透見され，菲薄化した筋層と子宮
漿膜に覆われた胎嚢と考えられた。さらに，同部位尾側
の半分は帝王切開術後変化により挙上したと思われる膀
胱子宮窩腹膜により覆われていた。左右付属器，ダグラ
ス窩，その他上腹部を含め観察し，異常を認めなかっ

た。腹腔鏡手術所見から，intramural pregnancyと診断
した。妊孕性温存の希望はなく，病変の外科的治療のた
めには子宮全摘出術が妥当と考えられたが，多量出血の
リスクがあることに加え，術前の患者本人への説明では
子宮摘出まで想定しておらず，治療方針を再度共有する
必要があった。診断のみで手術を終了した。
　治療方針として手術療法が第一選択であることを説
明し，子宮摘出術を提案したが，患者の強い希望によ
りmethotrexate（MTX）による薬物療法（保険適応
外）を試みる方針とした。MTX全身投与療法（single-
dose protocol）として初回の腹腔鏡手術施行翌日に
MTX 50 mg/��m2を筋肉内注射した。血清hCG値は投
与４日後の26,776 mIU/��mLと比較して投与７日後には
20,089 mIU/��mLと約25%低下し，以後も血清hCG値の低
下は順調であった（図�４）。しかし，早期の根治的治療
を希望され，手術療法（腹腔鏡下子宮全摘出術）を行う
方針とした。
腹腔鏡下単純子宮全摘出術所見（図�５）：
　腹腔内の所見は初回の腹腔鏡手術時と同様であった。
過去の帝王切開術により吊り上がったと思われる膀胱子
宮下窩腹膜を子宮体下部より尾側へ剥離した際，胎嚢周
囲から強出血を認めた。また摘出の過程で胎嚢が露出
した。術中出血量は250 gであった。術後経過に異常を
認めず，術後１ヶ月後に血清hCGは検出感度未満となっ
た。
病理学的所見：
　肉眼的には，内子宮口の高さに帝王切開術の瘢痕を認
め，それよりも約１cm子宮底側の体部前壁に胎嚢を認
めた。割面では病変の半分が漿膜側へ半球状に突出し
ており，肉眼的には筋層内の病変なのか漿膜下の病変
なのか判別困難であった。なお胎嚢は帝王切開瘢痕や
子宮内腔から離れていた（図�６）。組織学的には，半球図１　初診時の経腟超音波断層法所見

子宮前壁周囲の矢状断面。GS：胎嚢，Ut：子宮，Bd：膀胱。
子宮右前方に内部無エコーな嚢胞（GS）を認めた。

図２　術前のMRI T2強調画像所見
ａ：水平断　胎嚢（GS）を子宮右前方に認めた。
ｂ：矢状断（胎嚢（GS）を含む断面）　胎嚢は子宮内膜から離れていた。
ｃ：矢状断（帝王切開瘢痕（CS scar）を含む断面） 図２ｂと比較して胎嚢は帝王切開瘢痕とは離れていた。
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図３　初回の腹腔鏡手術所見
子宮体下部前面を観察。Ut：子宮，GS：胎嚢。
胎嚢（GS）は子宮（Ut）の体下部右前面に位置し，挙上した膀胱
子宮窩腹膜に覆われていた。

図４　血清hCGの経過
D&C：子宮内容除去術，MTX：methotrexate，TLH：腹腔鏡下単純
子宮全摘出術。
血清hCGはMTX投与後に低下し，子宮摘出後にさらに低下し５ mIU/mL
未満となった。

図５　腹腔鏡下単純子宮全摘出術所見
子宮体下部前面を観察。Ut：子宮，GS：胎嚢。
膀胱剥離時に胎嚢表面から強出血を認めた。

図６　摘出した子宮の肉眼像（ホルマリン固定後）
ａ：後壁で切開した子宮の漿膜側を示している。子宮体部前壁に術中操作により
露出した胎嚢がみられる。ｂ：子宮の割面（図６ａの点線で割を入れた）を示す。
子宮筋層の最外層に着床部位を認める。

図７　着床部位（図６での切り出し番号No.２）のルーペ像
嚢胞状となっている着床部位には漿膜側にも子宮平滑筋束がみられる（拡大図）ことから，筋層内
に着床したと考えられる。HE染色。
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状に突出した部位を覆うように，子宮体部筋層から連続
する平滑筋束を認め，筋層内に着床したものと思われた
（図�７）。以上より組織学的にもintramural pregnancy
と診断した。

考　　　案

　intramural pregnancyは異所性妊娠全体のうち１%未
満と稀である３）。患者背景として，子宮手術や子宮内操
作の既往を有することが多い。Chen et al.の報告による
と，intramural pregnancy53例の84%に子宮手術歴があ
り，さらにそのうち62%は子宮内膜掻爬，22%は帝王切
開の既往があったとされる４）。intramural pregnancyの
発生メカニズムは未だに解明されていないが，いくつか
の仮説が提唱されており，子宮内膜の損傷の間隙に受
精卵が迷入する説２），静脈を経由して子宮筋層内へ侵入
する説２），子宮腺筋症を経由する説５），子宮内腔に迷入
可能な憩室が存在するとする説５），および受精卵が腹腔

内を遊走し漿膜下に着床する説６）などが提唱されてい
る。本症例においては帝王切開術の既往があり，それが
発症に関与した可能性が考えられる。
　intramural pregnancyの画像診断での典型的な特徴
は，①胎嚢が完全に筋層に囲まれていること，②胎嚢が
子宮内腔にも卵管にも交通していないこと，③時とし
て胎芽の心拍を認めうること，と提唱されているが実
際の術前の正診率は高くなく，超音波断層法やMRI検査
により術前診断されるのは半分程度である４）。他の異所
性妊娠，例えば卵管妊娠，間質部妊娠と誤診されること
が多い７）。実際に本症例では，上記のような典型的な超
音波所見ではなく，卵管間質部妊娠を疑った。本症例は
intramural pregnancyのリスク因子として帝王切開術の
既往を有しており，術前に本疾患を想定していれば，初
回の腹腔鏡手術施行前の時点で，子宮摘出術に関してあ
らかじめ術前に説明ができ，一期的な手術を行うこと
で患者の負担を軽減できた可能性がある。Liu et al.は，
intramural pregnancyと他の異所性妊娠の鑑別でエコー
での診断の有用性について報告しており，カラードップ
ラー法で嚢胞周囲の筋層に血流豊富な血管が見られると
述べている８）。本症例でも初回の腹腔鏡手術後にエコー
で確認すると，同様の所見が見られた（図�８）。
　intramural pregnancyの治療法は，妊孕性温存希望の
有無を踏まえ，個々の症例ごとに検討されている。過去
の報告では，他の異所性妊娠の治療法に準じて手術療
法，薬物療法，子宮動脈塞栓術，待機的管理などが選
択されている７）。異所性妊娠のMTX適応症例について
は，わが国の産科ガイドライン2020で，①明らかな痛み
のないこと，②未破裂腫瘤35 mm以下，③胎児心拍な図８　初回の腹腔鏡手術後の経腟超音波断層法所見

子宮前壁周囲の矢状断面。GS：胎嚢，Bd：膀胱，Ut：子宮。
カラードップラー法で胎嚢の周囲の子宮筋層に豊富な血流を認めた。

表１　帝王切開術の既往のあるintramural pregnancy症例



2023年 11腹腔鏡手術所見により診断したintramural pregnancyの一例

し，④hCG 5,000 mIU/��mL未満，⑤子宮内妊娠のないこ
と，⑥投与後フォローアップ可能なこと，が条件とされ
ている９）。これらの基準に鑑みると，本症例においては
MTXを用いた薬物療法は積極的な適応となるとは言い
難かったが，患者の希望，および胎嚢周囲の血流が豊富
で術中出血リスクが高いと考えられたことにより，急変
時対応の体制を整えた上でMTX投与を先行した。最終
的に子宮摘出となったが，MTX投与後の血清hCGの推
移からは，ある程度奏功したとも考えられた。
　本症例のintramural pregnancyのリスク因子として，
帝王切開術の既往があげられる。帝王切開術の既往に
着目し，これまでに報告された帝王切開術の既往のあ
るintramural pregnancy症例の文献レビューを行った
（表�１）。興味深いことに，本症例の胎嚢の局在は子宮
体下部右前壁であり帝王切開創部に比較的近いが，他方
で過去の報告では胎嚢が底部や後壁に位置するものも散
見される。異所性妊娠の妊娠部位を検索する場合におい
て，帝王切開術等の既往があるからといって検索範囲を
特定の部位に限定することは，胎嚢の見落としにつなが
るかもしれない。超音波断層法検査，MRI検査，時に腹
腔鏡手術といった腹腔内全体の検索は重要であると思わ
れた。
　腹腔鏡手術所見により確定診断したintramura l 
pregnancyの一例を経験した。異所性妊娠と考えら
れるが画像での病変の局在が典型的ではない場合は
intramural pregnancyも鑑別におくべきである。
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Pembrolizumab treatment for chemotherapy-resistant choriocarcinoma: A case report

Kazuyohi Nakahashi・Tomoka Usami・Aya Inoue・Hiroshi Onji・Hiroaki Kato
Toshiaki Yasuoka・Akemi Morimoto・Yuko Matsubara・Toru Fujioka

Keichi Matsubara・Takashi Matsumoto・Takashi Sugiyama
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症例は53歳，子宮体癌疑いにて単純子宮全摘術＋両側付属器摘出術を施行し，術後の病理検査にて絨毛癌と診断された。
転移所見は無く経過観察していたが，術後２カ月でhCGが上昇し，肺転移を認めた。EMA/�CO （etoposide, methotrexate, 
actinomycin-D, cyclophosphamide, vincristine）療法を施行し寛解したが，その後hCGの上昇と肺転移を認めた。EMA/�EP
（etoposide, methotrexate, actinomycin-D, cisplatin）療法を施行し寛解したが，再度hCGの上昇を認め，PET-CTにて肺転移
を指摘された。肺病変に対して胸腔鏡下肺部分切除を施行した後MEA （methotrexate, etoposide, actinomycin-D）療法を施行
したが，２サイクル目以降はhCGの低下が得られず，また末梢神経障害と口内炎の副作用が高度にて５サイクルで終了した。
本症例が将来有効とされる化学療法に抵抗性であることと腫瘍組織のPD-L1が高発現であり，免疫チェックポイント阻害薬の
有効性が期待できる可能性を検討し，院内の倫理審査委員会の承認と患者の同意を得てpembrolizumabの投与を行った。４サ
イクル施行したがhCGの低下が得られず，肺転移に加え腹膜播種病変も出現し全身状態が悪化のため，治療を終了した。
絨毛癌は化学療法の感受性は高いが，10%程度は化学療法抵抗性を示し予後不良である。化学療法抵抗性の絨毛癌に対しては
有効な治療法がない。腫瘍細胞のPD-L1発現のある症例での免疫チェックポイント阻害薬の有効性について報告されており，
今後の治療開発が望まれる。

A 53-year-old woman underwent total abdominal hysterectomy with bilateral salpingo-oophorectomy 
and omentectomy for endometrial cancer. Postoperative histopathological evaluation confirmed diagnosis 
of choriocarcinoma without metastases, and she underwent follow-up; however, serum human chorionic 
gonadotropin (hCG) levels increased 2 months postoperatively, and computed tomography (CT) revealed lung 
metastases. Etoposide, methotrexate, actinomycin-D, cyclophosphamide, and vincristine therapy achieved 
remission; however, she had elevated serum hCG levels and pulmonary metastasis. She received etoposide, 
methotrexate, actinomycin-D, cisplatin therapy for recurrence and achieved remission; however, serum hCG 
levels were re-elevated, and positron emission tomography-CT showed lung metastases. She underwent 
thoracoscopic resection of lung lesions, followed by methotrexate, etoposide, and actinomycin-D therapy. 
Serum hCG level elevation persisted after the second cycle, and she developed peripheral neuropathy and 
stomatitis, necessitating treatment termination after five cycles. The tumor tissue expressed high levels of 
programmed death ligand 1; therefore, immune checkpoint inhibitor (pembrolizumab) treatment was initiated, 
following Ethics Committee approval and the patient’s consent. Despite four cycles, serum hCG elevation 
persisted, and the patient’s general condition deteriorated owing to lung metastasis and peritoneal seeding; 
therefore, treatment was discontinued. 
Choriocarcinomas are usually sensitive to chemotherapy; however, approximately 10% are chemotherapy-
refractory lesions with poor prognosis, and effective treatments are currently unavailable for this malignancy. 
We report a case of chemotherapy-resistant recurrent choriocarcinoma successfully treated using 
pembrolizumab. 

キーワード：ペンブロリズマブ，絨毛癌，免疫チェックポイント阻害薬
Key words：pembrorizumab, choriocarcinoma, immune checkpoint inhibitor
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緒　　　言

　絨毛癌は絨毛性疾患の１つで，妊娠性と非妊娠性に
分かれ，妊娠性絨毛癌の発生率は日本での妊娠40,000人
あたり3.3人，北米とヨーロッパの妊娠40,000人あたり１
人の割合である�１）。非妊娠性の絨毛癌は非常に稀な腫瘍
ですべての卵巣胚細胞腫瘍の0.6%程度で，妊娠性絨毛
癌に比較して予後不良でとされている�２）。絨毛癌は，組
織学的には正常絨毛組織の欠如と異常な栄養膜細胞の
存在を示し，壊死や出血を呈していることが多く�２），
ヒト絨毛性ゴナドトロピン（hCG；human chorionic 
gonadotropin）が高値となる。悪性度は高いが化学療法
の感受性は高く，全体として80∼90%の生存率が得られ
ている。しかし絨毛癌の約10%は化学療法抵抗性を示し
予後不良である。
　 今 回， 化 学 療 法 抵 抗 性 の 再 発 絨 毛 癌 に 対 し て
pembrolizumabを投与した症例を経験したので報告す
る。

症　　　例

患者：53歳（初診時）　
妊娠分娩歴：１妊１産 （帝王切開１回）

月経歴：未閉経（持続する出血のため，詳細不明）
既往歴：30歳 帝王切開術，38歳 子宮筋腫核出術
家族歴：特になし
身体所見（初診時）：身長 162 cm，体重 62.7 kg，血圧 
103/�61 mmHg，脈拍数 56 回/�分
血液検査（初診時）：白血球数 4.8×10³/�µL，赤血球数
4.57×10⁶/�µL，血色素量 14.0 g/�dL，血小板数 21.7×
10⁴/�µL，AST 18 U/�L，ALT 12 U/�L，LD 211 U/�L，
ALP 225 U/�L，BUN 23 mg/�dL，CRE 0.81 mg/�dL，
CEA 3 .0 ng/�ml，CA19 -9 2 . 0 U/�ml未満，CA125 
23.3 U/�ml，CA72-4 3.5 U/�ml，SCC 0.6 ng/�ml，シフラ 
2.5 ng/�ml
現病歴：X年12月 数カ月持続する性器出血を主訴に前
医を受診したところ，子宮内膜肥厚を指摘され，当院に
精査加療目的に紹介された。内膜組織診を施行し，漿液
性癌の診断結果（図１）であった。MRIにて子宮体部に
拡散強調像で高信号となる腫瘤形成を認め（図２），子
宮体癌IA期の診断で手術（単純子宮全摘術＋両側付属
器摘出術＋大網切除術）を施行した。術後病理で細胞性
トロホブラスト類似細胞と合胞体トロホブラスト類似細
胞で構成されており，腫瘍内の高度の出血や壊死，核異
形や多数の核分裂像のある所見を認め，絨毛癌と診断さ

図１　内膜組織診　ＨＥ染色　左：弱拡大　右：強拡大　
大型，多形性に富む異形細胞を認め，壊死を伴っている

図２　MRI像
病変➡　子宮内にT2強調像で高信号，拡散強調像で高信号を示す
領域あり
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れた（stageIA）（図３）。術前血清のhCGは442 mIU/�ml
（術前はhCG測定していなかったため，保存していた血
清で測定した）で術後のhCGは5.0 mIU/�mlと低下を認め
たため，血清hCGの定期検査による経過観察の方針とし
た。術後３カ月にhCGが412 mIU/�mlに上昇し，CTにて
左肺転移もしくは胸膜播種を認めたため再発と診断し，
EMA/�CO療法（etoposide （100 mg/�m²），methotrexate 
（300 mg/�m²），actinomycin-D （0.5 mg/�body），
cyclophosphamide （600 mg/�m²） and vincristine 
（１mg/�m²））を施行した。４サイクル後に血清hCG
は陰性化（＜2.0 mIU/�ml）し，CTでも肺転移は縮小
を認め，追加で２サイクル施行した。再発治療後２カ
月でhCGが29 mIU/�mと再度上昇し，CTにて肺病変
の再増大と新たな肺転移を認め，再々発と診断した。
EMA/�EP療法（etoposide （100 mg/�m²），methotrexate 
（300 mg/�m²），actinomycin-D （0.5 mg/�body） and 
cisplatin （75 mg/�m²））を施行し，６サイクル後に血清
hCGは陰性化し，追加で３サイクル施行した。肺転移も
消失した。再治療後５カ月で血清hCGが427 mIU/�mlと
上昇し，左肺の播種病変の増大を認めた。２レジメンの

化学療法後であり化学療法抵抗性であること，また播種
病変はこれまでと同様の場所でPET-CTで活動性のある
病変とされる箇所は２か所であったことから，病巣摘出
の方針として腹腔鏡下肺部分切除術を施行した。その
後MEA療法（methotrexate （450 mg/�body），etoposide 
（100 mg/�body），and actinomycin-D （0.5 mg/�body））
を施行し，２サイクル後に血清hCGが20−30 mIU/�mlに
低下したが，以降hCG値は同程度で推移し陰性化は認
めず，末梢神経障害と口内炎の副作用が高度で５サイ
クルで終了した。MEA療法後１カ月で再度血清hCGが
246 mIU/�mlへの上昇とCTでの肺転移の出現を認めた
（図５）。標準治療が終了している状況であったため，
腫瘍のMSI検査を施行したが，結果は陰性であった。さ
らにFD1ⓇCDx「Foundation Medicine社」でのがんゲノ
ム検査を施行したが治療につながる遺伝学的結果は認め
なかった。しかし，ゲノム検査結果を検討するエキス
パートパネルにおいて，絨毛癌ではPD-1の発現を認め
ることも多くその場合，pembrolizumabが有効とする情
報が得られた。そこで，腫瘍組織の免疫染色を行ったと
ころ，PD-L1の発現を認めた。そこで，免疫チェックポ

図３　摘出標本　肉眼所見
子宮体部に後壁に連続する腫瘤を認める

図４　摘出標本　病理所見　ＨＥ染色
左：弱拡大　壊死や出血像あり　右：強拡大

合胞体トロホブラスト類似細胞と細胞性トロホブラスト類似細胞で構成される
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イント阻害薬の有効性について検討し，適応外使用に関
する院内の倫理審査委員会の承認と患者の同意を得て
pembrolizumabを投与する（２ mg/�kg）方針となった。
３サイクル施行したが，血清hCGの低下は得られず増加
を続け（639→14,897 mIU/�ml），CTにて肺転移の増大に
加え，腹膜播種病変も出現し（図６），全身状態の悪化
も見られたため，治療を終了した。以後，緩和治療が主
体となり，初回手術より３年１カ月で逝去された。

考　　　案

　絨毛癌は絨毛性疾患の１つで，β-ヒト絨毛性ゴナドト
ロピン （hCGβ） 産生を持つ胎盤栄養膜細胞の悪性腫瘍
として定義される。妊娠性と非妊娠性に分類され，絨
毛癌のほとんどが妊娠性であり発生率は日本での妊娠
40,000人あたり3.3人である。妊娠性絨毛癌は妊娠に由来

し，正常妊娠，流産，胞状奇胎などに続発しうる。非妊
娠性絨毛癌はすべての卵巣胚細胞腫瘍の0.6%程度と非常
に稀な腫瘍で，妊娠によらず発症する。妊娠性と非妊
娠性化学療法に対する感受性および予後が異なることが
知られており，どちらかを診断することは重要である
が，病理学的形態や生化学的検査（hCG値など）では同
様の所見を呈し，鑑別することは難しい。診断には父方
のDNAの検索が必要であり，妊娠性は父型のゲノム構
造を持ち，非妊娠型は母親由来のゲノムしか持たないこ
とから区別される�３）。今回はDNAの検査は行っておら
ず，妊娠性か非妊娠性かは不明であった。絨毛癌の病理
組織像として細胞性トロホブラスト類似細胞，合胞体ト
ロホブラスト類似細胞，中間型トロホブラスト類似細胞
などがさまざまな割合で認められ，腫瘍の中心部は出
血や壊死を呈しているのが特徴である�４）。画像所見では

図６　CT （Pembrolizumab投与後）
播種病変➡，肺転移▶　播種病変，転移病変の増大が認められる

図５　治療経過　
治療中のhCGの経過（Pembrolizumab使用まで）



2023年 17化学療法抵抗性の難治性絨毛癌に対してPembrolizumabを投与した１例

MRIにおいてT2強調像で低～高信号を示し，T1強調像
では出血を反映して高信号を呈することが多いとされ
る�５）。
　絨毛癌の生存率は84～86%�６）との報告があり，化学
療法の進歩により劇的に予後が改善されてきたが，一
部は化学療法抵抗性で予後不良とされる。また妊娠性
と非妊娠性でも異なり，妊娠性と比べて非妊娠性は予
後不良で化学療法抵抗性とも言われている。絨毛癌の
標準治療は，子宮体癌治療ガイドライン2018年版によ
るとEMA/�CO療法で初回治療として汎用されている。
またMEA療法もEMA/�CO療法と治療成績は同様とさ
れる。これらの治療に抵抗性や再発が見られたとき，
EMA/�EP療法，FA療法（5-FU and actinomycin-D）な
どが，勧められている。そして，化学療法にてhCGが正
常範囲になった後に追加として３～４サイクル行うこと
が必須とされている。上記に抵抗性を示した場合，色々
と試みられてはいるが，積極的に勧められるレジメン
はない。また，化学療法抵抗性として病変が確認でき
れば，その病変を切除することも検討するとされてい
る�６）。今回の症例は，絨毛癌としてEMA/�CO療法施行
し，再発に対してEMA/�EP療法，再々発に対して病巣
切除とMEA療法を施行したが，治療抵抗性を示した。
現時点で標準治療が終了した再発難治性の絨毛癌に対す
る確立された治療法はない。
　一方，治療抵抗性の絨毛癌において，pembrolizumab
が効果的であったとする報告が散見され，背景には
PD-1/�PD-L1の発現が関係することが示唆されてい
る�７）�８）�９）。胎盤は父方の抗原を発現しているため，
妊娠中は母体の免疫認識の標的となり，PD-L1の発現
により妊娠耐容能が維持されており，PD-L1の発現が
無ければ胎児拒絶反応が引き起こされる。胎盤の中
でも栄養膜細胞におけるPD-L1の発現が報告されてお
り�10）�11），そのため絨毛癌にPD-L1が強く発現している
が示唆されている。したがって，薬剤抵抗性の妊娠
性絨毛癌に対してpembrolizumabを用いてPD-1を阻
害することで有効となる可能性があり，NCCN2022ガ
イドラインにも治療抵抗性妊娠性絨毛癌に対する治療
として，免疫チェックポイント阻害薬が提案されてい
る�12）。今回の症例も標準療法に対して抵抗性でPD-L1
高値であったことから，免疫チェックポイント阻害剤
の治療効果を期待して，適応外使用について倫理審
査委員会の承認を得てpembrolizumabを投与した。し
かし，本症例ではpembrolizumabを投与し，hCGが急
上昇し腫瘍の増大を認め，治療終了となった。免疫
チェックポイント阻害薬を使用した場合，明確な定義
はないが“hyperprogression”と言われる，腫瘍の急
速な増大を引き起こす症例が報告されており�13），今回
の症例はこれに該当するかもしれないと考えられた。

“hyperprogression”を呈する絨毛癌は，非妊娠性絨毛
癌での報告は散見されるが妊娠性絨毛癌での報告は確認
できなかった。妊娠性絨毛癌では，父型の抗原を有する
腫瘍が宿主の免疫細胞からの攻撃から免れるための免疫
寛容システムの一つとしてPD-L1を発現していると考え
られ，免疫チェックポイント阻害薬のメカニズムから
も奏効が期待される。本症例はPD-L1が発現していたに
も関わらずpembrolizumab投与後に腫瘍が急速に増大し
た。臨床経過はhyperprogressionを呈した非妊娠性絨毛
癌に合致するが，今回はDNA検索を施行していないた
め推測の域を出ない。現段階では，PD-L1発現の状況や
妊娠性か非妊娠性かがどのように“hyperprogression”
と関係するかは不明であるが，治療抵抗性の絨毛癌に対
して免疫チェックポイント阻害薬を使用する際には，
予後推測などの観点からもPD-L1発現の確認だけでなく
DNA検索での妊娠性/�非妊娠性の鑑別も重要であると考
えられる。今後，治療抵抗性の絨毛癌を対象とした，治
療効果予測のバイオマーカー探索を含めた免疫チェック
ポイント阻害薬の臨床試験が期待される。

結　　　語

　治療抵抗性のPD-L1発現を認める絨毛癌に対して，
pembrolizumabを投与した症例を経験した。化学療法抵
抗性の絨毛癌に対する有効な治療法がなく，今後新たな
治療開発が望まれる。

　本稿において全ての著者は開示すべき利益相反状態は
ない。
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【緒言】新型コロナウイルス感染症（COVID-19）が妊娠に及ばす影響は感染拡大初期から注目されていた。COVID-19は
重症化，早産，死産などの悪影響を妊婦に及ばす可能性があるが，重症化予防に寄与する新型コロナワクチン接種は妊婦に
悪影響を及ぼさない。しかしながら，妊婦のワクチン接種の割合は低いまま推移している。現時点では一定の感染妊婦が
正期産の時期に認められ，分娩医療機関は分娩様式などの対応に苦慮し，帝王切開が選択されることも少なくない。今回
COVID-19合併妊婦およびCOVID-19非合併妊婦の帝王切開による出産を比較し，母児への安全性について検討した。
【方法】2021年６月から2022年10月までの期間において正期産時に帝王切開を行った感染妊婦（感染群15例）と反復帝王切
開となった非感染妊婦（対照群30例）について周産期予後を比較した。
【結果】母体年齢や手術時間，術中出血量については感染群で有意に低値であった。また妊娠分娩回数や母体の術翌日の白
血球数，CRPについても感染群の方が有意に低かった。妊娠週数や発熱，創部感染症の有無，胎盤病理での炎症所見，出生
体重，臍帯血ガス所見，アプガースコアについては両群に統計学的に有意な差はなく，母児とも短期予後においては差は認
められなかった。
【考察】両群の周産期予後の比較検討により，対照群の方が術後癒着の影響で手術時間と出血量が増加する可能性が否定で
きないと考えられた。感染群において術翌日の炎症反応の上昇は認められなかった。児の予後は両群とも統計学的に有意な
差はなくCOVID-19による影響は明らかではなかった。現時点で正期産妊婦の感染例では感染拡大を抑える目的で帝王切開に
よって対応されていることが少なくない。出産後も感染制御のために母子分離となることも多く，感染群に対して経腟分娩
をどのように模索するかは今後の課題と考えられた。

Introduction: Pregnant women with COVID-19 infection are considered a high-risk group. In this study, we 
compared the prognosis between COVID-19-infected pregnant women who underwent cesarean deliveries 
and non-infected pregnant women (control group) who underwent subsequent cesarean deliveries.
Methods: We compared perinatal outcomes (postoperative maternal serum white blood cell count, C-reactive 
protein [CRP] levels, postoperative infection, neonatal birth weight, umbilical artery blood gas levels, and 
Apgar scores) in infected pregnant women who underwent full-term cesarean delivery (15 cases) and those 
who underwent subsequent cesarean deliveries (30 cases).
Results: We observed significant intergroup differences in maternal age, operative time, and intraoperative 
blood loss. The number of deliveries, white blood cell count, and CRP level measured one day postoperatively 
were significantly lower in the infected group. We observed no intergroup differences in maternal and 
neonatal short-term outcomes. 
Discussion: Based on perinatal outcomes in both groups, we conclude that longer operative time and greater 
blood loss volume in the control group were attributable to postoperative adhesions. Mothers showed a 
difference in the inflammatory response the day after surgery. We observed no intergroup difference in 
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緒　　　言

　2019年12月に武漢で最初に報告された新型コロナウイ
ルス（以下COVID-19）感染症は瞬く間に世界中に広が
り，2020年１月28日国内で複数のCOVID-19感染者が発
生したため，厚生労働省は指定感染症と定めた１）。さら
に2020年３月11日にはWHOがCOVID-19のパンデミッ
クを宣言した２）。COVID-19パンデミックは医学だけで
なく，経済的にも世界的に問題となっており，今もなお
人類に対する影響は続いている。COVID-19感染症は感
染の拡大リスクが高く，重症化リスクとして65歳以上の
高齢，基礎疾患，肥満，喫煙などとともに妊娠後半期で
の感染が要因としてあげられている３）。
　 C O V I D - 1 9 が 妊 娠 に 及 ぼ す 影 響 に つ い て は，
COVID-19感染症流行初期から重要視されている。感染
者数の増加に伴い，妊婦の感染者数が増加している。
幸いなことにCOVID-19には風疹やジカ熱のような催
奇形性の報告は無いが，妊娠中に重症化すると母体の
治療のために帝王切開で早期に分娩せざるを得ない場
合もある。妊娠中の重症化を示す指標として集中治療
室（Intensive Care Unit: ICU）の入院率，人工呼吸器
装着率，人工肺とポンプを用いた体外循環による治療
（Extracorporeal membrane oxygenation: ECMO）の
使用率，死亡率の増加が報告されている４）５）。子宮内で
胎児に感染することは稀ではあるが，出生時に水平感染
を起こすリスクはあり，妊婦にはワクチン接種が積極的
に推奨されているが６），接種率は必ずしも高くない。
　正期産の時期における妊婦のCOVID-19感染において
は分娩様式が大きな課題となる。分娩様式に関しては
COVID-19感染を理由とした帝王切開は経腟分娩に比べ
てメリットはないとされてはいる。しかしながら院内
の感染防止，緊急時の対応の困難さなどの理由により
現実的には本邦において60%の症例においてCOVID-19
感染を理由とした帝王切開が選択されている７）。岡山県
においても多くの施設で感染防止の観点から正期産の
COVID-19感染妊婦は帝王切開が選択される状況となっ
ている。
　当院では正期産のCOVID-19感染妊婦については全例
帝王切開を施行している。保健所を通じてCOVID-19感
染と診断された妊婦は重症度評価と術前評価を可能な限
り迅速に行い，帝王切開の方針としている。診断後に陣
痛発来や破水を意図的に待つことは検討期間において

は行っていない。少なくとも産科的適応でない以上，
より高い安全性の確保が必要と考えられる。そこで今
回，COVID-19感染妊婦に対する帝王切開の安全性を検
討する目的で川崎医科大学附属病院において正期産以降
にCOVID-19感染と診断され帝王切開となった妊婦（感
染群）とCOVID-19非感染･反復帝王切開（対照群）の
周産期予後（術後母体白血球数，CRP値，術後感染症の
有無，児の出生体重，臍帯動脈血ガス値，アプガースコ
ア）を比較検討したので報告する。

方　　　法

　本研究は2021年６月から2022年10月までのCOVID-19
感染妊婦のうち正期産以降の症例で帝王切開を施行した
妊婦（感染群n=15例）とCOVID-19非感染・反復帝王切
開となった妊婦（対照群n=30例）の情報を診療録より
抽出し，周産期予後を後方視的に検討した。麻酔方法は
全例硬膜外麻酔および脊椎麻酔の併用であった。評価項
目としては手術時間と術中出血量，母体の術後１日目の
血中白血球数とCRP値，術後発熱の持続の有無（発熱の
持続については児娩出後24時間を超える発熱がある症例
を「発熱が持続した症例」とし抽出した）･創部感染症
の有無･胎盤病理検索にて胎盤組織への炎症細胞の有無
（好中球の遊走の有無），児の出生体重と臍帯動脈血ガ
ス所見（pH･CO２･BE），アプガースコア（１分値/５分
値）とした。また，統計学的解析はJMP ver. 13.00（SAS 
institute Japan, Tokyo）を用いて行い，P<0.05を有意差
ありと判断した。なお，本研究は川崎医科大学･同附属
病院倫理委員会の承認を得て行った（承認番号3956）。

結　　　果

　両群の背景及び手術時の所見を表１に示す。母体年齢
の平均は感染群では31.5歳，対照群では35.3歳であり有
意差（P<0.05）を認めた。対照群はすべて経産婦であっ
たため，当然のことながら妊娠および分娩回数は対照群
において多かったが，分娩週数には有意差は認められな
かった。感染群のCOVID-19感染症の重症度は，軽症が
12例，中等症Ⅰが３例であった。治療内容はセファゾリ
ンナトリウムを用いた患者は12例，ヘパリンナトリウム
を投与した患者は14例，レムデシビル投与２例であっ
た。
　セファゾリンについては当院では術中は全例投与して
おり，術後の抗菌薬投与については主治医の判断にお

neonatal prognosis, which suggests that COVID-19 infection did not affect prognosis of cesarean deliveries at 
term. 

キーワード：妊婦，帝王切開，COVID-19，正期産
Key words：pregnant women, cesarean section, COVID-19, term
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いて投与している。また，ヘパリンについては妊娠，
COVID-19感染，感染拡大防止目的のため術後個室内の
みの安静度のため血栓予防に投与している。
　手術時間の平均値は感染群で54.4分，対照群で78.5分
と有意に（P<0.05）感染群で短かかった。また，出血
量の平均値は感染群では503ml，対照群では701mlであ
り，感染群で有意に（P<0.001）出血量が少なかった。
さらに，手術室入室から麻酔開始までの時間および手
術開始までの平均時間について検討したが，感染群で

17.3±10.4分，40.1±10.0分，および対照群で21.1±8.9
分，42.4±8.3分で両群間において有意差は認めなかっ
た。
　術後の母体の短期予後を表２に示す。術後１日目の
白血球数の平均値は感染群が7.9×10３/�μl，対照群が
10.8×10３/�μlで有意に（P<0.01）感染群が低かった。ま
た術後１日のCRP値の平均値は感染群が3.1mg/dl，対照
群が5.8mg/�dlで有意に（P<0.01）感染群で低かった。発
熱の有無，創部感染症の有無，胎盤病理所見での炎症所

表１　両群の背景：感染群と対照群の患者背景と手術時の所見の比較を行った

表２　両群の母体の短期予後の比較：術後の状況を両群で比較を行った

表３　両群の児の短期予後の比較：出生時の児の予後比較を行った
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見の有無については両群間で差を認めなかった。
　児の短期予後については表３に示すように出生体重，
臍帯動脈血ガス（pH，BE），アプガースコア（１分値/５
分値）については両群間に差を認めなかった。一方で，
臍帯動脈血ガスCO２では，感染群が46.8±5.1mmHg，
対照群が51.7±9.1mmHgで感染群が有意に低かった。ま
た，新生児へのCOVID-19感染例は認めなかった。

考　　　案

　今回COVID-19感染妊婦と対照群での患者背景につい
てみると反復予定帝王切開を対照群として設定したこと
もあり，母体年齢および妊娠･分娩回数に有意差を認め
た。COVID-19感染妊婦に対して帝王切開を実施するに
あたってその安全性が課題となるが，術中出血量および
手術時間ともに対照群よりも術中出血量も少なく，手
術時間も短い結果であった。このことについては，３
つの可能性を考えることができる。対照群の場合，そ
の適応が反復帝王切開であるため術後癒着の影響で手
術時間と出血量が増加する可能性があるということ８），
COVID-19感染群では最小限の人数で手術を施行する目
的で概ね熟練者が行っていること，反復例では教育機関
として若手に手術をさせることも多く手術時間の延長に
つながったと考えられる。また手術室入室から麻酔開始
および手術開始までの時間は両群間に差は認められな
かった。麻酔科としても麻酔施行時に完全な個人防護具
（full PPE）を必要とし感染制御に配慮しているにもか
かわらず対照群との差は認められなかった。少なくとも
COVID-19感染群で手術･麻酔手技が患者の不利益とな
ることは今回の検討ではなく，通常の帝王切開と同程度
の安全性は担保されていると考えられた。母体短期予後
についても母体の予後の悪化は認められなかった。術後
１日目の白血球数については有意に感染群で低く，また
術後１日のCRPに関しても同様に有意に感染群で低値で
あった。感染群の白血球数やCRP値が低い理由について
はウイルス感染による影響の可能性及び手術時間の違い
による可能性が否定できないと考えられた。対照群で
の発熱症例は30%ほどであるが，術後の影響と考えられ
る。
　児の短期予後について，臍帯動脈血ガスCO２は両群に
て有意差が認められたが，両群とも正常範囲であり臨床
的意義はないと考えた９）。また，本検討において新生児
への感染例はなかった。児の短期予後も通常の帝王切開
と変わらなかったことから，COVID-19感染を適応とし
て帝王切開による児娩出となったとしても児の短期予後
には影響しないと考えられ，この点においても一定の安
全性は担保されていると考える。
　COVID-19感染はいまだ収束の兆しはなく，現時点で
の正期産妊婦の感染例に対しては経腟分娩で母児の予後

は変わらないことが報告されているが10），院内における
感染拡大の予防や緊急時への対応の困難さなどの理由か
ら帝王切開が選択される状況にある。感染対策を万全に
行って臨もうとすると手術決定から手術開始までの時間
がかかることから胎児心拍異常などの産科救急の際の対
応が難しいことが想定される。帝王切開は次回妊娠へ
の影響11）などから出来るだけ回避することが望ましい
が，感染拡大を抑えつつ母児ともに安全な対応をどのよ
うに構築するかが課題であると考えられる。さらに，
感染予防の観点から母子分離をせざるをえない状況であ
る。術後短期的な問題は本研究にて示されなかったが，
母子分離が愛着形成等に影響しないかは注視すべき問題
である。児の発育や愛着形成のためには可能な限り母子
分離の期間を短縮することが望ましいことから，今後
は，更なる症例の蓄積や諸家の報告12）13）を踏まえ，安
全性を担保しつつ母子分離期間の短縮を検討していく必
要があると考える。
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高度外陰浮腫による尿閉から高アンモニア血症を来し意識障害を発症した
婦人科癌患者の１例

伊藤　恭・安岐　佳子・村上　祥子・堀　玲子・濵田　洋子

愛媛県立今治病院　産婦人科

Hyperammonemia and consciousness disorder secondary to urinary retention caused by 
severe vulvar edema in a patient with gynecologic cancer: A case report

Hisashi Ito・Yoshiko Aki・Sakiko Murakami・Reiko Hori・Yoko Hamada

Department of Obstetrics and Gynecology, Ehime Prefecture Imabari Hospital

高アンモニア血症は肝疾患が背景となることが多いとされるが，高度外陰浮腫から尿閉となり，高アンモニア血症を発症し
た症例を経験したので報告する。症例は54歳。子宮体癌と卵巣癌の重複癌のため，単純子宮全摘術，両側付属器切除術を
施行された。術後に補助化学療法を受けていたが，うつ病の発症により治療が中断されていた。再度受診した際には，多
発肝転移，膀胱転移を認めており，断続的に化学療法を施行されていたが，奏功せずbest supportive careの方針となって
いた。浮腫増悪，腹水増加による歩行困難のため入院した。その後に全身状態が悪化し，入院18日目に意識障害をきたし
昏睡状態となった。高度外陰浮腫により尿閉となったため，尿道カテーテルを留置した。血液検査では高アンモニア血症
（225 μg/�dL）を認めており，意識障害の原因と考えられた。尿道カテーテルを留置後に数日の経過で意識障害は消失し，
血中アンモニアも正常化（49 μg/dL）した。尿培養でウレアーゼ産生菌であるProteus属菌が検出され，レボフロキサシン
を投与した。その後も意識障害の再燃は見られず，入院57日目に緩和治療目的に転院となった。意識障害の原因として当初
は多発肝転移の増大による肝性脳症を疑われたが，肝機能障害は軽度であったこと，尿道カテーテル留置により意識障害が
改善したこと，尿pHが8.0とアルカリ性であったこと，尿中にリン酸アンモニウムマグネシウム結晶を認めたことから，ウレ
アーゼ産生菌による尿路感染で生じた尿中アンモニアが尿閉によって血中移行することで高アンモニア血症となり，意識障
害に至ったと診断した。高アンモニア血症に伴う意識障害では尿閉及び尿路感染の可能性を考慮する必要がある。

Hyperammonemia is often associated with liver failure. We report a case of hyperammonemia secondary 
to urinary retention following severe vulvar edema in a 54-year-old woman who underwent simple total 
hysterectomy and bilateral adnexectomy for multiple uterine and ovarian cancers. She received postoperative 
adjuvant chemotherapy; however, depression necessitated treatment interruption. Upon her return, 
evaluation revealed multiple liver and bladder metastases, and she received intermittent chemotherapy. She 
was hospitalized for management of worsening edema and ascites, with consequent walking difficulty. The 
patient’s general condition deteriorated, and she became unconscious and comatose on day 18 of admission. 
Severe vulvar edema led to urinary retention, and a urinary catheter was placed. Laboratory data showed 
hyperammonemia (225 μg/dL), which perhaps contributed to the consciousness disturbance. Her consciousness 
level improved within a few days of urinary catheter placement, and blood ammonia levels normalized 
(49 μg/dL). Urine culture revealed urease-producing Proteus spp., and we administered levofloxacin. The 
patient was transferred to the hospital for palliative treatment on day 57 of hospitalization. We diagnosed 
hyperammonemia secondary to transfer of urinary ammonia from urinary tract infection caused by urease-
producing bacteria to the blood following urinary retention, which led to impaired consciousness. Our patient 
had mild liver failure; therefore, urinary catheter placement improved her consciousness levels, and urinalysis 
showed ammonium magnesium phosphate and alkaline urine (pH 8.0). The possibility of urinary retention 
and urinary tract infection should be considered in patients with consciousness disturbances associated with 
hyperammonemia.

キーワード：高アンモニア血症，尿閉，ウレアーゼ産生菌，尿路感染
Key words：hyperammonemia, urinary retention, urease-producing bacteria, urinary tract infection

緒　　　言

　意識障害の鑑別疾患の一つに高アンモニア血症があ
る。高アンモニア血症は肝疾患や尿素サイクル異常症な

どが背景となることが多い�１）が，高度外陰浮腫から尿
閉となり，高アンモニア血症を発症した症例を経験した
ので報告する。
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症　　　例

症例：54歳
家族歴：特記事項なし
現病歴：46歳時に卵巣癌と子宮体癌の重複癌を指摘さ
れ，単純子宮全摘術，両側付属器切除術，大網切除
術，骨盤リンパ節郭清を施行された。病理組織診断は
卵巣癌ⅢＣ期（FIGO1988, pT2c, N1, PANM0, mixed 
malignant epithelial tumor: serous carcinoma and 
endometrioid adenocarcinoma），子宮体癌（FIGO1988，
pT1c, endometrioid adenocarcinoma, G1）であった。術
後に補助化学療法としてweekly TC療法（パクリタキセ
ル80 mg/m2＋カルボプラチンAUC6）を６サイクル施
行されたが，うつ病を発症して精神科病院での入院加療
を要したため，４年半に渡って婦人科受診をせず，治療
が中断された。50歳時に肝機能障害のため消化器内科を
受診し，多発肝転移，骨盤内播種，肝門部リンパ節転移
による閉塞性黄疸を指摘された。胆管ステントを留置さ
れ，化学療法を再開したが，その後も膀胱転移や腸管

浸潤を指摘された。レジメンを変更しながら断続的に
化学療法を施行されていたが，奏功せずbest supportive 
careの方針となった。54歳時に全身浮腫の増悪，腹水増
加による歩行困難のため，緩和治療目的に管理入院と
なった。
入院時現症：身長171 cm，体重88.2 kg。意識レベルや
バイタルサインは特記異常所見を認めなかった。
入院後経過：入院時の血液検査では軽度の炎症反応がみ
られるのみであった。入院13日目より軽度の意識障害が
出現し，次第に傾眠傾向となった。入院17日目には外陰
浮腫により尿閉を来したため尿道カテーテルを留置し
た。その後も意識障害は進行し，入院20日目には昏睡状
態に至った。この時点での血液検査では肝機能障害，腎
機能低下を認めており，著明な高アンモニア血症を呈し
ていた。多発肝転移に伴う肝性脳症と判断し，経過観察
とした。
昏睡時の検査所見（表１）：Hb 8.4 g/dLと貧血が認めら
れた。CRP 4.67 mg/dLと炎症反応上昇を呈していた。
eGFR 31.6 ml/min/1.73m2と著明な腎機能障害がみられ

表１　昏睡時の検査所見

図１　意識障害の程度と検査所見の推移
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た。NH3 225 μg/dLと著明な高アンモニア血症を認め
たが，AST 40 IU/L，ALT 238 IU/Lと肝機能障害は軽
度であった。ALP 238 IU/L，T-Bil 3.1 mg/dL，γGTP 
153 IU/Lと胆道系酵素の上昇も認められたが，肝門部リ
ンパ節腫大による閉塞性黄疸のために昏睡となる以前か
ら認められており，明らかな増悪はなかった。
その後の臨床経過（図１）：入院22日目に意識障害は自
然軽快し，その後も再燃は認められなかった。入院27日
目の血液検査では腎機能障害および高アンモニア血症は
著明に改善していた。同日の尿定性検査でpH 8.0と著明
なアルカリ尿を呈しており，尿沈渣検査ではリン酸アン
モニウムマグネシウム結晶が認められたことから，ウレ
アーゼ産生菌による尿路感染が示唆された（表２）。尿
培養検査ではウレアーゼ産生菌であるProteus属が検出
され，尿道カテーテル留置により高アンモニア血症が改
善したこと，ウレアーゼ産生菌による尿路感染が示唆さ
れたことから，尿中アンモニアが尿閉によって血中移行
することで高アンモニア血症となり，意識障害に至った
と診断した。尿培養結果と抗菌薬感受性を参考にして入
院29日目よりレボフロキサシン内服による抗菌薬治療を
開始した。入院35日目の尿検査ではアルカリ尿の改善を

認めた。その後は全身状態の増悪なく経過し，入院57日
目に緩和医療目的に転院となった。転院先でも高アンモ
ニア血症による意識障害が認められたが，抗菌薬治療で
同様に意識障害は改善した。次第に全身状態は悪化し，
転院から４ヶ月後に永眠された。

考　　　案

　ウレアーゼ産生菌による尿路感染に尿閉が併発するこ
とで高アンモニア血症を発症し，意識障害を呈したと考
えられる症例を経験した。高アンモニア血症は，一般に
よく知られる重症肝機能障害による肝性脳症のほかに，
腎機能障害，薬剤性などがあり，その原因は多岐に渡る
（表３）１）。そのため高アンモニア血症に至る病態の推
定が非常に重要となる。
　ウレアーゼは尿素を分解して二酸化炭素とアンモニ
アを産生する酵素であり，Proteus属のほか，Klebsiella
属，Morganella属などの細菌がウレアーゼ産生菌と
して知られている�２）。尿定性検査で著明なアルカリ尿
（pH�＞�８）や尿沈渣検査でのリン酸アンモニウム結晶
の存在は，ウレアーゼ産生菌の存在を示唆する重要な所
見とされる�２）�３）。本症例でもpH 8.0のアルカリ尿と尿沈

表２　昏睡状態改善時の尿検査所見

表３　高アンモニア血症の原因（文献１より引用）
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渣検査でのリン酸アンモニウムMg結晶（３+）を認め
ており，実際に尿培養検査ではウレアーゼ産生菌である
Proteus属菌が検出されている。尿培養検査は結果の判
明までに時間を要することからも，尿検査所見からウレ
アーゼ産生菌の存在を想起することは重要である。
　ウレアーゼ産生菌による尿路感染では尿中にアンモ
ニアが生成される。通常は排尿に伴い体外に排出され
るが，尿閉により膀胱内圧が上昇するとアンモニアは
膀胱周囲の静脈叢を介して血中に吸収されるようにな
る。これは，尿中アンモニアは通常NH4

+の状態で存在
しているが，アルカリ尿になるとNH3+H+⇄NH4

+の反
応によって電気的に中性で脂溶性であるNH3になりやす
く，細胞膜を容易に通過するようになるためである�４）。
膀胱周囲の静脈叢の血流は，内腸骨静脈から下大静脈に
至って体循環に直接流れ込むため，門脈系を介した肝臓
での代謝・分解機構が機能せず，血中アンモニア濃度
が上昇する（図２）�５）。また，物理的な閉塞に限らずと
も尿路の内圧上昇を伴う病態であれば，同様の機序に
よる高アンモニア血症が生じるとも報告されている�６）。
Kenzawa et al.によると，尿路感染症60例における高ア
ンモニア血症及び意識障害の発生率は8.3％であり，比
較的高い発症率であると考えられた�７）。
　上記の機序で生じた高アンモニア血症は，尿閉の解除
による膀胱内圧の低下と尿路感染に対する抗菌薬治療
によって速やかに改善し，意識障害も軽快する�７）。しか
し，ウレアーゼ非産生菌による尿路感染であったとして
も高アンモニア血症に至る症例の報告もされているこ
とから，尿閉の早期解除がより重要であると示唆され
る�８）。
　このような病態は，内科や救急科からの報告は多くな
されているが，基礎疾患として神経因性膀胱を有してい
る場合や出血性膀胱炎の凝血塊による尿道閉塞によるも
のが多く，悪性腫瘍に随伴する外陰浮腫によって発症し
た報告はみられなかった。婦人科からの報告は少ない

が，外陰浮腫は婦人科癌患者の随伴症状として特徴的な
症状のひとつであることからも，高アンモニア血症に伴
う意識障害が見られる場合には，その原因として尿閉お
よび尿路感染を鑑別疾患の一つとして念頭に置き診断に
あたることが必要であると考える。
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図２　尿路感染と尿閉により生じる高アンモニア血症の機序
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【目的】微弱陣痛が認められたとき，その原因の種類や程度，発生時期によって安静，水分補給，子宮収縮薬の静脈内投与
などの対処法が選択される。今回我々は，徳島市民病院（以下当院）における最近の微弱陣痛の頻度を初産・経産別，およ
び年齢別に検討した。また微弱陣痛を認めてオキシトシン製剤を投与した場合の母児への影響についても検討を加えた。
【対象】対象は2016年１月から2020年６月の間に当院で自然に陣痛が発来し，正期産に至った1689分娩である。対象からは
早産，多胎，骨盤位，選択的帝王切開，分娩誘発の症例を除外した。
【方法】微弱陣痛の診断は分娩担当医が行い，必要であれば同意を得た後，胎児心拍数陣痛図で継続的モニタリングを実施
しながらオキシトシン製剤をインフュージョンポンプを用いて点滴静注した。
【結果】微弱陣痛の発生率は26.9%で，分娩週数が進むに連れて上昇した。また経産婦（12.9％）よりも初産婦（39.0%）の方
が発生率が高く，初産婦では年齢が高いほど有意に高率であった。対象を，微弱陣痛と診断しオキシトシン製剤を投与した
群（Wo群：418例），微弱陣痛を認めたがオキシトシン製剤を投与しなかった群（Wn群：37例），微弱陣痛を認めなかった群
（N群：1234例）の３群に分けた。母体の微弱陣痛の原因となりえる因子では，高年初産，予定日超過妊娠，軟産道強靱，疲
労がN群よりもWo群で多かった。Wo群ではN群に比して，円滑な経腟分娩が少なく，羊水混濁，胎児機能不全，５分後のア
プガースコアが７点未満の児が多かった。
【結論】微弱陣痛の発生率は26.9％で，初産婦で高率であった。また初産婦のうちでは年齢が高い方が微弱陣痛の頻度が高
かった。オキシトシン製剤の投与を実施した微弱陣痛例では，円滑な経腟分娩の割合が減少し，胎児機能不全が増加する可
能性があると考えられた。

Objective: We investigated the prevalence of uterine inertia during labor and effects of oxytocin augmentation 
on the fetomaternal condition in women with uterine inertia.
Methods: We retrospectively investigated 1689 deliveries in women with spontaneous labor pain at 37-41 
weeks’ gestation. Intravenous oxytocin augmentation was performed after onset of spontaneous labor pain in 
women diagnosed with uterine inertia.
Results: Among 1689 women who delivered, 455 women (26.9%) were diagnosed with uterine inertia. The 
incidence of uterine inertia was significantly higher in primiparas than in multiparas. Among all women with 
uterine inertia, 418 received oxytocin (Group Wo), and 1234 women did not have uterine inertia (Group N). The 
number of primiparas and women with rigidity of the soft birth canal or fatigue was higher in Group Wo than 
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緒　　　言

　近年，少子高齢化とともに，初婚年齢の上昇や第１子
分娩時の産婦年齢の上昇が報告されている�１）。産婦の高
齢化のため，軟産道強靭，子宮筋腫合併やこれらに伴う
遷延分娩によって，今後さらに微弱陣痛の発生が増加す
る可能性は否定できない。また微弱陣痛の治療のため，
分娩第１期〜第２期においてオキシトシン製剤をイン
フュージョンポンプを用いて点滴静注する方法は，周産
期医療の現場においてしばしば実施されている。しか
し，オキシトシン製剤の投与で陣痛促進を実施した症例
における母児への影響については，必ずしも詳細が明ら
かになっているとは言えない。今回，初産・経産別およ
び年齢別に微弱陣痛の発生頻度を詳細に調べた。また，
オキシトシン製剤を投与した微弱陣痛症例では，どの様
な背景因子があり，分娩様式の割合，胎児機能不全，新
生児仮死などがどの程度であったか，について検討した
ので報告する。

方　　　法

　対象は，徳島市民病院（以下当院）の2016年１月１
日〜2020年６月30日における分娩のうち，妊娠37週〜41
週に自然に陣痛が発来し児の出生に至った1689分娩であ
る。微弱陣痛について検討するにあたり，より簡明な分
析を行うため，早産，多胎，骨盤位，陣痛誘発，選択的
帝王切開術，および選択帝切予定であったが陣痛が発来
したため帝切を早めて実施した例は分析対象から除外し
た。微弱陣痛は，外測法による陣痛周期と陣痛発作持続
時間�２）から分娩担当医が診断した。また分娩中の胎児
機能不全は，産婦人科診療ガイドライン産科編2020�３）

に基づいて胎児心拍数波形レベル分類の３〜５を認めた
場合に分娩担当医が診断した。
　微弱陣痛の治療としては，その原因を勘案して，母体
の安静，脱水症の治療，適応があれば急速遂娩術の実施
などが行われるが，本論文では，陣痛の増強のため継続
的に胎児心拍数陣痛図（CTG）でモニタリングを行い
ながらオキシトシン製剤をインフュージョンポンプにて
点滴静注した分娩に焦点を当てた。対象を，微弱陣痛を
認めた群（W群）と微弱陣痛を認めなかった群（N群）
に分類した。さらにW群は，オキシトシン製剤による治

療を行った群（Wo群）と微弱陣痛を認めたがオキシト
シン製剤の投与以外の方法で対処した群（Wn群）に分
けた。有意差の分析にはカイ２乗検定を用いた。必要が
あればカイ２乗検定を実施した後，残差分析による特異
性の検討を行った。P <0.05を統計学的有意と判定した。

成　　　績

１．微弱陣痛の発生率
１）分娩週数毎の微弱陣痛の発生率
　自然に陣痛が発来し，経腟分娩を目指した分娩におけ
る微弱陣痛発生率は26.9%であった。分娩週数毎の微弱
陣痛発生率を検討したところ，分娩週数により微弱陣
痛の発生率に差を認め，37週で低く，41週で高かった
（図�１）。
２）初産婦と経産婦における年齢別の微弱陣痛発生率 
　対象とした1689分娩について年齢と微弱陣痛の発生率
との関係を検討した（表�１）。微弱陣痛の発生率は，初
産婦では年齢による違いが認められ，高年齢の方が有意
に高かった。経産婦では，年齢と微弱陣痛の発生率の間
に有意差は認めなかった。全年齢について見てみると，
初産婦の微弱陣痛発生率は39.0％で，経産婦の微弱陣痛
発生率12.9%よりも有意に高かった。

２．�微弱陣痛例に対して投与したオキシトシン製剤が母
児に及ぼす影響

　N群は1234例，Wo群は418例，Wn群は37例であっ
た。Wn群は，胎児機能不全のため陣痛を促進できず吸
引分娩などで分娩に至った例や，骨盤出口部近くまで下
降し吸引分娩や会陰切開と努責指導などで分娩に至った
例などで，ごく少数であった。そこで，本研究では，「微
弱陣痛と診断した時点でオキシトシン製剤を投与するこ
とを決定した場合（Wo群），母児に対してどの様な影響
が予想されるか」を，N群と比較しながら，検討するこ
ととした。
１）産科学的背景因子
　Wo群の微弱陣痛の原因となり得る因子を，N群と比
較しながら検討した（表�２）。Wo群は初産婦が多く，高
年初産婦や予定日超過妊娠の割合も高かった。軟産道強
靱，疲労も有意に多かった。一方，巨大児や回旋異常の
割合には両群間で差がなかった。

in Group N, which may have contributed to uterine inertia. The incidence of smooth vaginal births was lower, 
of fetuses with non-reassuring fetal status was higher, and of neonates with Apgar scores <7 points at 5 min 
was higher in Group Wo than in Group N.
Conclusion: The incidence of uterine inertia was 26.9% among women with spontaneous labor pain. Oxytocin 
augmentation due to uterine inertia may produce unfavorable effects on fetomaternal conditions.

キーワード：微弱陣痛，オキシトシン製剤
Key words：uterine inertia，oxytocin



2023年 33当科における最近の微弱陣痛の頻度とオキシトシン製剤投与時に配慮すべき母児への影響

図１　分娩週数毎の微弱陣痛発生率
微弱陣痛の発生率と分娩週数に有意な関連が認められた（カイ２乗検定，
P<0.001）。微弱陣痛の発生率は，特に37週が低く41週が高かった（残差
分析）。なお「全体」は37週〜41週の全分娩を示す。

表１　初産婦と経産婦における年齢別の微弱陣痛の頻度

初産婦では，年齢と微弱陣痛の発生率に有意な関連を認めた（カイ２乗検定，P<0.001）。初産婦の
15歳〜19歳，20歳〜24歳が有意に低く，30歳〜34歳が有意に高かった（残差分析）。経産婦では，
微弱陣痛の発生率と年齢の間に関連は認めなかった。全体では，経産婦より初産婦の微弱陣痛発生
率が有意に高かった（＊１ vs. ＊２：P<0.001）。

表２　�微弱陣痛を認め陣痛を促進した群（Wo群）と微弱陣痛を認めなかった群
（N群）における微弱陣痛の原因となり得る因子

NS：not significant
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２）分娩様式
　本論文では，「緊急帝王切開術，吸引分娩，クリステ
レル胎児圧出法などが不要で胎児機能不全の発生も認め
ず，経腟分娩に至った分娩」を「円滑な経腟分娩」と表
現し，対象をまとめた。この際，円滑な経腟分娩以外の
様式で分娩に至った例は，①緊急帝王切開術，②吸引分
娩，③クリステレル胎児圧出法，④その他（胎児機能不
全に対し母体酸素投与を行う，微弱陣痛に対し人工破膜
を行い陣痛増強を待機するなど）で分類した。なお複数
の方法を併用した場合は母児への侵襲度の高い方［①＞
②＞③＞④の順］にまとめてグループ分けした。
　Wo群では，円滑に経腟分娩に至った分娩の割合は
52.4％，緊急帝切は14.6％，吸引分娩は30.1％であった
（表�３）。N群と比較してみると，円滑な経腟分娩が有
意に少なく，緊急帝切と吸引分娩が有意に多かった。ク

リステレル胎児圧出法はN群と同様の頻度であった。
３）羊水混濁の発生率
　Wo群では分娩週数が増加するにつれて羊水混濁の発
生率に増加傾向を認めたが，有意差はなかった（図２）。
一方，N群では有意に羊水混濁の発生率が上昇してい
た。N群と比較してみると，Wo群の羊水混濁の発生率
は38週と全体で有意に高かった。
４）胎児機能不全の発生率
　Wo群では分娩週数が増加するにつれて胎児機能不全
の発生率が増加する傾向にあったが，有意差は認めな
かった（図�３）。Wo群の胎児機能不全の発生率は，39週
と全体でN群よりも有意に高かった。
５）新生児のアプガースコアと臍帯動脈血pH 
　Wo群における出生１分後のアプガースコア（As）が
７点未満である割合は4.8%，５分後におけるAsが７点

図２　�微弱陣痛を認めオキシトシンを投与した群（Wo群）と微弱陣痛を認めなかった群（N群）
における羊水混濁発生率

N群は分娩週数と羊水混濁の発生率に有意な関連を認めた（カイ２乗検定，P<0.001）。羊水混
濁の発生率は37週と38週で有意に低く，40週と41週で有意に高かった（残差分析）。Wo群は
分娩週数と羊水混濁の発生率に有意な関連を認めなかった。分娩週数毎にN群とWo群の羊水混
濁発生率を比較したところ38週（＊：P<0.05）および全体 （＊＊：P<0.001）で有意差を認めた。

表３　�微弱陣痛を認めなかった群（N群），微弱陣痛を認めてオキシトシンを投与した群（Wo群）お
よび微弱陣痛を認めたがオキシトシンを投与しなかった群（Wn群）における分娩様式

N群とWo群を比較した結果，円滑な経腟分娩，緊急帝切，吸引分娩で有意差を認めた。
＊１ vs. ＊４：P<0.001, ＊２ vs. ＊５：P<0.05, ＊３ vs. ＊６：P<0.001
Wn群は少数しかなかった。
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未満（As＜７）である割合は1.7％であった（表�４）。
N群と比較してみると，１分後のAs＜７に有意差はな
かったが，５分後のAs＜７はN群（0.2％）よりも有意
に高率であった。Wo群の臍帯動脈血（Ua）のpHが7.10
未満である割合は0.5％，UaのpHが7.15未満である割合
は1.7％であったが，これらはN群と有意差を認めなかっ
た。なお出生後５分におけるAsが７点未満であった新
生児（N群では３児，Wo群では７児）について生後１
カ月健診の記録を検討したが，これらの児で発育や発達
には問題を認めなかった。
６）分娩時異常出血の発生率
　N群とWo群における分娩時異常出血の頻度につい
て，経腟分娩（Wo群：2.2％　N群：2.5％），帝王切開（Wo
群：4.9％　N群：3.9％）ともに両群間で有意差を認め
なかった。また分娩時の出血量が500mL以上であった経
腟分娩で，弛緩出血を認めた割合（Wo群：62.5％　N群：
66.7％）も両群間で有意差を認めなかった。

考　　　案

　微弱陣痛の頻度は，これまで10％程度と報告されて
いた�４，５）。しかし，小竹ら�６）は2008年から2010年に分娩
した初産婦のうち34.2％，経産婦では8.5％が微弱陣痛で
あったと報告し，1988年から1991年のデータと比して
1.6倍に増加したと報告している。今回の我々の報告で
も，初産婦では39.0％，経産婦では12.9％であった。女
性の平均初婚年齢，分娩時年齢が高くなってきていると
報告�１，７，８）されており，微弱陣痛のリスク因子である子
宮筋腫や軟産道強靭などの加齢による増加と相まって微
弱陣痛の増加傾向が認められるものと考えられる。
　「微弱陣痛と診断されて陣痛促進を実施した症例にお
いてオキシトシン製剤の投与が及ぼす母児への影響」に
ついて検討するのであれば，本来は微弱陣痛を認めた群
のうちオキシトシン投与群（Wo群）とオキシトシン非
投与群（Wn群）での比較検討が必要である。しかし，
Wn群が僅か（37例）しかなかったため，評価可能な比

表４　�微弱陣痛を認めなかった群（N群）と微弱陣痛を認めオキシトシンを投与した群（Wo群）
における新生児のアプガースコア（As）と臍帯動脈血（Ua）pH

＊１ vs. ＊２：P<0.01

図３　�微弱陣痛を認めオキシトシンを投与した群（Wo群）と微弱陣痛を認めなかった群（N群）
における胎児機能不全の発生率

N群およびWo群はともに，分娩週数と胎児機能不全の発生率の間に有意な関連を認めなかっ
た。分娩週数毎にN群とWo群の胎児機能不全発生率を比較したところ39週（＊：P<0.05）お
よび全体 （＊＊：P<0.001）で有意差を認めた。
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較ができなかった。そこで，本研究では，Wo群におい
て投与したオキシトシン製剤が母児に与えた影響を分析
することで，「微弱陣痛と診断し，オキシトシン製剤の
投与を決断したとき，どの様な産科学的影響が母児に生
じる恐れがあるか」を調べることとした。またこの結果
の意味を把握するため，N群と比較した。
　まず，Wo群とN群で，微弱陣痛の原因となり得る背
景因子を調べた。その結果，Wo群では初産婦，高年初
産婦，予定日超過妊娠，軟産道強靱，分娩中の疲労の割
合が有意に高いことが判明した。これらから「Wo群に
は，高年初産婦における軟産道強靱や疲労のために微弱
陣痛を生じた例が多く含まれていた」ものと推定され
た。
　次に，微弱陣痛と診断し，オキシトシン製剤の投与を
決断したとき，どの様な産科学的影響が母児に生じる恐
れがあるかについて検討した。
　Wo群では緊急帝切例や吸引分娩例が多く円滑な経腟
分娩例が少なかった。柳原�９）も陣痛促進剤を使用した
例では，使用しなかった例と比して鉗子分娩が有意に増
加したと報告している。微弱陣痛と診断され陣痛促進剤
の投与を決定した際，円滑な経腟分娩の割合が半分程度
まで減少する可能性があることに配慮する必要があると
考えられた。
　羊水混濁は，以前は胎児低酸素症が惹起するものと考
えられていた。しかし，現在では胎児消化管の生理的成
熟や一過性臍帯圧迫による迷走神経刺激を介した腸管蠕
動運動亢進によるとする考えが提示されている�10）。図２
に示した様に，分娩週数が進むにつれて羊水混濁の発生
率がN群では有意に増加した。Wo群でも有意差はない
ものの増加傾向を示した。この増加は，分娩週数ととも
に進行する生理的な胎児消化管の成熟による可能性があ
る。一方，38週および全例のWo群の羊水混濁発生率が
N群よりも有意に高率であるのは，消化管成熟だけでな
く，オキシトシン製剤により一過性に上昇する臍帯への
圧迫が原因となった可能性が否定できない。
　陣痛を促進した場合の分娩予後（胎児への影響）であ
るが，WHOのRecommendations�11）や産婦人科診療ガイ
ドラインなど�12，13）によると「微弱陣痛に対しオキシト
シン製剤の点滴治療を実施する場合は，胎児機能不全の
発生に注意すべきである」とされている。今回の我々の
検討においても，Wo群ではN群に比して，39週と全体
において有意に胎児機能不全が増加していた。これは一
部の胎児にとっては，投与された外因性のオキシトシン
が相対的に過量となり，羊水混濁の発生だけではなく，
臍帯因子などによる胎児機能不全がもたらされた可能性
があると考えられた。
　陣痛を促進した場合の新生児予後（新生児への影
響）であるが，Wo群では胎児機能不全だけでなく，

５分後のAsが７点未満であった例もN群に比べて有意
に多かった。しかし，臍帯動脈血pHでは両群間に有意
差を認めず，生後１か月健診時の発育・発達にも異常
を認めなかったので，オキシトシンの投与をする際，
CTGで継続的に注意深くモニタリングをすることで深
刻な児の異常の発生を回避できたものと考えられた。
Farag et al.�14）も同様の検討を実施し，陣痛を増強する
時，オキシトシン投与を適切な用法で行った場合は新生
児の転帰に大きな影響は与えないと報告している。
　分娩時異常出血のリスク因子として巨大児，双胎，羊
水過多などとともに，分娩中のオキシトシン投与量��15）

があげられている。そこで経腟分娩で500mlを超える
か，帝王切開術で1000ml�16）を超える異常出血の頻度を
検討したが，今回の検討では両群間に差はなかった。ま
た経腟分娩の異常出血例における弛緩出血の頻度を検討
したが，Wo群とN群はともに65%前後で差はなかった。
当科では経腟分娩および帝王切開術で，出血量の増加や
子宮収縮不全の徴候を認めたら子宮収縮薬の追加を早目
に行っており，このため両群間での差が出なかったもの
と推察される。
　以上から，微弱陣痛症例に対してオキシトシン製剤の
投与を決定したとき，【陣痛促進が必要となる因子】と
して高年初産，予定日超過妊娠が多いため，軟産道強靱
で分娩が遷延していたり，産婦が強い疲労を感じている
恐れがあることに留意すべきであると考えられた。また
【陣痛促進をした場合に起こりえる事象】として，円滑
な経腟分娩の割合が半分程度まで減少し緊急帝切や吸引
分娩が増加する恐れがあること，胎児機能不全の増加や
Asの低下の恐れがあること，などが推察された。これ
らを十分考慮し，CTGによる継続的モニタリングを中
心に，母児の状態を把握し分娩管理を行う必要があると
考えられた。
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40歳を超える超高年初産婦は分娩時出血量が多い

長田　広樹１）・原田　崇１）・小作　大賢２） 
東　幸弘１）・谷口　文紀１）・原田　省１）
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Estimated blood loss during delivery is significantly higher in primiparas of very 
advanced maternal age (>40 years) than in primiparas aged <40 years

Hiroki Nagata １）・Takashi Harada １）・Daiken Osaku ２） 
Yukihiro Azuma １）・Fuminori Taniguchi １）・Tasuku Harada １）

１）Department of Obstetrics and Gynecology, Tottori University Faculty of Medicine 
２）Department of Obstetrics and Gynecology, Japanese Red Cross Yamaguchi Hospital

【目的】40歳を超えた超高年初産婦の産科合併症リスクを調査する。【方法】2011年から2018年までに分娩した35歳以上の高
齢妊婦を対象とした。多胎妊娠や胎児先天異常を有する妊婦を除外した。40歳未満である高齢妊婦はAdvanced maternal age
（AMA），40歳以上は超高齢妊婦（Very advanced maternal age: VAMA）に分類した。さらに，39歳以下の高年初産婦は
Primiparity at advanced maternal age（PAMA），40歳以上の初産婦はPrimiparity at very advanced maternal age（PVAMA）
と定義した。母体の産科合併症リスクについて後方視的に検討した。【結果】AMAは770例，VAMAは270例であった。初産
婦は，それぞれ299例（38.8%），115例（42.6%）であった。VAMAは，妊娠高血圧症候群あるいは胎児発育不全といった産
科合併症リスクがAMAに比べて高かった。高年初産婦の産科合併症リスクは，PVAMAとPAMAを比べて差がなかった。
PVAMAの分娩時出血量は747.5gとPAMAの640gに比べて多量であった（p<0.05）。PVAMAは，子宮筋腫あるいは胎盤位置
異常と診断されたことから，分娩前に自己血を貯血されることが多かった。【結論】40歳を超えた超高齢妊婦は，39歳以下の
高齢妊婦に比べて，妊娠高血圧腎症や胎児発育不全といった産科合併症リスクが高く，分娩時出血量が多いことが明らかと
なった。とくに超高年初産婦は，胎盤位置異常や子宮筋腫などの分娩時異常出血リスクを高める合併症の有無を妊婦健診時
に評価して，同種血輸血リスクを低減する準備が必要である。

Objective: We investigated the risk of obstetric complications in primiparas of very advanced maternal age (>40 
years).
Methods: The study included women aged >35 years with delivery of a singleton pregnancy at our hospital 
between 2011 and 2018. Pregnant women were categorized into the following groups: age >40 years (very 
advanced maternal age [VAMA]), age 35-39 years (advanced maternal age [AMA]), primiparas at very 
advanced maternal age (PVAMA), and primiparas at advanced maternal age (PAMA).
Results: Among 270 women aged >40 years, 770 belonged to the AMA group, 115 to the PVAMA group, and 
299 to the PAMA group. The risk of hypertensive disorders of pregnancy and fetal growth restriction was 
higher in the VAMA than in the AMA group. The estimated volume of blood loss during delivery was higher 
in the PVAMA (747.5g) vs. PAMA (640g) group (p<0.05). Women in the PVAMA group were diagnosed with 
uterine fibroids or placental malposition; therefore, autologous blood was preserved before delivery.
Conclusion: It is important to reduce the risk of allogeneic blood transfusion in primiparas categorized as 
PVAMA because complications such as uterine fibroids and placental malposition increase the volume of blood 
loss.

キーワード：高齢妊婦，高年初産婦，妊娠高血圧症候群，分娩時異常出血，自己血貯血
Key words：�advanced maternal age, hypertensive disorder of pregnancy, postpartum hemorrhage, 

preoperative autologous blood deposit

緒　　　言

　高齢な女性は，高血圧症や糖尿病といった生活習慣病
を妊娠前に診断される機会が増える。高齢妊婦は，異所
性妊娠，早産，前置胎盤，常位胎盤早期剥離，妊娠高血

圧症候群，妊娠糖尿病といった産科合併症リスクや，子
宮筋腫などの婦人科疾患の罹患率が上昇することが知ら
れている１）。しかし，これらの合併症リスクが上昇する
年齢の境界を示した基準はない。日本産科婦人科学会
は，35歳以上の初産婦を高年初産婦と定義している２）。
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妊婦が35歳を超えると，21トリソミー児を出産するリス
クが羊水染色体検査による流産の頻度（約0.3%）を上回
る。つまり，出生前診断の有益性からも勘案して35歳以
上の妊婦が高齢妊婦と一般的には定義されている３）。厚
生労働省から発表されている出生数年次推移によると，
2019年の総分娩数に占める高年初産婦の割合は約9.8%で
ある４）。社会環境の多様化に従い，生殖年齢にある国民
の妊娠や結婚に対する人生観は変化した。人口動態統計
によると，第１子を出産する母の平均年齢は，1975年の
25.7歳から，2018年は30.7歳にまで上昇した４）。本研究
は，高齢妊婦のうち40歳を超えた超高年初産婦の産科合
併症リスクを調査した。

方　　　法

　本研究は，35歳以上の高齢妊婦を40歳未満と40歳以
上に分類して産科合併症リスクを調査した。2011年１
月から2018年12月までに当院で分娩した妊婦は3,315例
であった。分娩時に35歳未満であった2,119例のほか，
116例の多胎妊娠，妊娠22週までに流産した31例，胎児
染色体異常と診断された16例を除いた1,040例を本研究
の対象とした（図１）。分娩時に35歳から39歳であっ
た妊婦を高齢妊婦（Advanced maternal age: AMA），
40歳以上は超高齢妊婦（Very advanced maternal age: 
VAMA）と分類した。さらに，39歳以下の高年初産婦
はPrimiparity at advanced maternal age（PAMA），
40歳以上である初産婦をPrimiparity at very advanced 
maternal age（PVAMA）と定義した。母体背景，産科
合併症および分娩結果を，診療録より後方視的に抽出し
た。産科合併症の診断基準は，産婦人科診療ガイドライ

ン産科編2020に準拠した５）。分娩時異常出血は，経腟分
娩時の出血量が800mL，帝王切開時の出血量が1,500mL
を超えるものとした。自己血を貯血する適応は，胎盤位
置異常，巨大な子宮筋腫のほか弛緩出血の既往とした。
子宮筋腫の大きさや位置，あるいは前回の分娩出血量に
関する客観的な基準は設けていない。データの解析に
は統計解析ソフト（IBM SPSS バージョン25）を用い，
フィッシャーの直接確率検定とマンホイットニーU検定
を行った。有意水準５%未満を有意差ありとした。本研
究は，鳥取大学医学部の倫理委員会による許可を得た
（承認番号 19A200）。

成　　　績

　分娩時年齢が40歳以上であったVAMAは270例，35歳
から39歳までのAMAは770例であった。初産婦は，それ
ぞれ115例（42.6%）と299例（38.8%）であった（図１）。
妊娠前のBMI値は，AMAに比べてVAMAで高かった
（21.9 vs. 20.9）（表１）。不妊治療で妊娠したVAMAの
割合は31.9%であった。ARTによる妊娠率は，VAMA
がAMAに比べて高かった（23.7% vs. 16.1%）。分娩時
の週数は両群で差を認めず，早産率に差はなかった
（15.2% vs. 19.6%）。VAMAの帝王切開率は44.1%で
AMAの42.1%と同等であった。VAMAの分娩時出血
量の中央値は695gと，AMAの620gに比べて多かった
（p<0.05）。VAMAが妊娠高血圧症候群（Hypertensive 
disorder of pregnancy: HDP）と診断されるリスクは，
AMAに比べて高かった（OR 1.909）（表２）。妊婦健
診で胎児発育不全と診断されるVAMAのリスクは，
AMAに比べて高かった（OR 1.893）。妊娠高血圧腎症

総分娩数
3,315 例

35歳以上
1,195 例

35歳未満
2,119 例

1,040例 除外 155 例
流産、染色体異常、多胎

40歳以上 VAMA
270 例

39歳以下 AMA
770 例

初産
115 例 （42.6%）

経産
155 例 （57.4%）

初産
299 例 （38.8%）

経産
471 例 （61.2%）

図1 対象の背景
図１　対象の背景
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（Preeclampsia: PE）あるいは妊娠糖尿病（Gestational 
diabetes mellitus: GDM），前置胎盤，常位胎盤早期剥
離，分娩時異常出血といった合併症リスクは，両群で
差を認めなかった。同種血輸血をうけたVAMAの頻度

は，AMAと同等であった（1.9% vs. 1.2%）。
　分娩時に40歳以上であったPVAMAは，PAMAに比
べて帝王切開率が高かった（47.0% vs. 33.4%）（表３）。
PVAMAの分娩時出血量は747.5gであったのに対して，

For Peer Review

VAMA AMA

n = 270 % or range n = 770 % or range P value

年齢 (歳) 41 40 - 47 37 35 - 39 <0.01

BMI 21.9 15.8 - 39.7 20.9 15.0 - 47.4 <0.01

不妊治療 86 31.9 189 24.5 0.02

ART 64 23.7 124 16.1 <0.01

分娩週数 (週) 38 23 - 42 38 22 - 42 0.204

早産 41 15.2 151 19.6 0.121

28週未満の早産 10 3.7 18 2.3 0.273

経腟分娩 151 55.9 446 57.9 0.568

帝王切開術 119 44.1 324 42.1 -

分娩時出血量 (g) 695 33 - 3334 620 55 - 6770 0.04

表1　対象の背景および分娩結果

BMI: Body mass index,  ART: Assisted reproductive technology
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表１　対象の背景と分娩結果

For Peer Review

VAMA % AMA % P value OR 95%CI

HDP 31 11.5 49 6.4 0.011 1.909 1.189 - 3.063

PE 20 7.4 35 4.5 0.082 1.680 0.952 - 2.964

GDM 17 6.3 33 4.3 0.188 1.501 0.822 - 2.741

前置胎盤 4 1.5 18 2.3 0.472 0.628 0.211 - 1.873

常位胎盤
早期剥離

6 2.2 16 2.1 0.811 1.071 0.415 - 2.766

胎児発育不全 18 6.7 28 3.6 0.057 1.893 1.029 - 3.481

分娩時
異常出血

67 24.8 162 21.0 0.201 1.239 0.894 - 1.716

同種血輸血 5 1.9 9 1.2 0.373 1.383 0.68 - 2.814

表2　VAMAとAMAの産科合併症リスク

HDP: Hypetensive disorder of pregnancy,  PE: Preeclampsia,
GDM: Gestational diabetes mellitus
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表２　VAMAとAMAの産科合併症リスク

For Peer Review

PVAMA PAMA

n = 115 % or range n = 299 % or range P value

不妊治療 56 48.7 112 37.5 0.044

ART 41 35.7 76 25.4 0.051

分娩週数 (週) 38 24-42 39 23-42 0.675

早産 15 13.0 52 17.4 0.302

28週未満の早産 4 3.5 4 1.3 0.226

経腟分娩 61 53.0 119 66.6 0.013

帝王切開術 54 47.0 100 33.4 -

分娩時出血量 (g) 747.5 110 - 3150 640 55 - 2950 0.023

自己血貯血 8 7.0 9 3.0 0.067

表3　高年初産婦の背景および分娩結果
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表３　高年初産婦の背景および分娩結果
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PAMAの出血量は640gであった（p<0.05）。陣痛が発
来する前に自己血を貯血したPVAMAは８例（7.0%），
PAMAは９例（3.0%）であった。高年初産婦の産科合
併症リスクをPVAMAとPAMAに分けて検討したとこ
ろ，産科合併症の発生率に差はなかった（表４）。分娩
時に輸血を受けた11例のPVAMAのうち，自己血を貯血
された８例は子宮筋腫あるいは胎盤位置異常を分娩前に
診断されていた（表５）。子宮筋腫の大きさは，全て直
径が５cm以上であった。常位胎盤早期剥離あるいは弛
緩出血と診断された３例は，同種血による輸血治療をう
けた。

考　　　案

　VAMAはAMAに比べて，HDPや胎児発育不全といっ
た産科合併症リスクが上昇した。PVAMAの分娩時出血
量は，PAMAに比べて多量であった。分娩時異常出血

リスクが高いことが見込まれたPVAMAは，分娩前に自
己血を貯血することによって同種血輸血を回避できた。
　高血圧症や耐糖能異常は，加齢とともに有病率が上昇
する疾患である。HDPは，妊娠前から高血圧症と診断
された妊婦を含む。高血圧症の有病率は，30歳代の女性
は5.7%，40歳代は13.6%と上昇することから６），挙児を
希望する女性の年齢が増加することによって，VAMA
のHDPリスクは高まる。またPEの罹患率は，年齢に関
係なく一般的に約２%とされ７），分娩時の年齢が45歳を
超える場合には10.7%へ上昇する８）。分娩する母の年齢
が上昇してPEが増加すると，胎児発育不全のリスク，
帝王切開率，早産率が高まる。PEの病態は，免疫寛容
不全を発端として胎盤形成不全やらせん動脈のリモデリ
ング不全を生ずるFirst Stepと，低酸素から血管内皮障
害を来すSecond Stepからなるtwo-stage theoryが提唱さ
れている７）。加齢とともに血管内皮の機能は低下するこ

For Peer Review

表4　高年初産婦の産科合併症リスク

PVAMA % PAMA % P value OR 95%CI

HDP 17 14.8 25 8.4 0.068 1.901 0.985 - 3.671

PE 11 9.6 16 5.4 0.125 1.871 0.841 - 4.163

GDM 7 6.1 14 4.7 0.618 1.319 0.519 - 3.357

前置胎盤 1 0.9 7 2.3 0.453 0.366 0.045 - 3.007

常位胎盤
早期剥離

2 1.7 3 1.0 0.621 1.746 0.288 - 10.589

胎児発育不全 8 7.0 12 4.0 0.210 1.788 0.711 - 4.495

分娩時
異常出血

32 27.8 79 26.4 0.805 1.074 0.663 - 1.739

同種血輸血 3 2.6 2 0.7 0.134 2.191 1.053 - 4.56
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表４　PVAMAとPAMAの産科合併症リスク

For Peer Review

年年齢齢 輸輸血血 分分娩娩様様式式 分分娩娩週週数数 分分娩娩時時出出血血量量（（ｇｇ）） 分分娩娩時時のの診診断断 不不妊妊治治療療

45 自己血 帝切 37 1,410 子宮筋腫、既往帝切 ART

44 自己血 緊急帝切 36 2,800 子宮筋腫、pPROM なし

43 自己血 帝切 37 860 癒着胎盤の疑い なし

42 自己血 帝切 37 1,905 前置胎盤 ART

41 自己血 緊急帝切 41 935 低置胎盤、胎児機能不全 ART

41 自己血 経腟 40 2,338 低置胎盤 ART

40 自己血 帝切 37 820 子宮筋腫、骨盤位 ART

40 自己血 緊急帝切 37 910 低置胎盤 ART

42 同種血 緊急帝切 25 990 常位胎盤早期剥離 ART

40 同種血 経腟 38 3,004 弛緩出血 ART

40 同種血 経腟 24 2,430 常位胎盤早期剥離 排卵誘発

表5 輸血された11例のPVAMA

pPROM: Preterm premature rupture of membrane
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表５　輸血された11例のPVAMA
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とから，VAMAはAMAに比べてPE発症リスクが高い
ことが見込まれる。本研究においては，PEの既往を有
する高齢妊婦に対して予防的な低用量アスピリン治療が
行われていることから，経産婦を含むVAMAのPE発症
リスクはAMAと同等であった。妊娠糖尿病と診断され
るリスクは母体年齢の上昇とともに徐々に高まり，30歳
代で4.2%だが50歳代で17%と報告されている８）。今回の
成績では，糖尿病合併妊娠を除いたVAMAの妊娠糖尿
病リスクは，AMAに比べて高くなかった。
　PVAMAはPAMAに比べて，分娩時異常出血と診断
された妊婦の頻度に差はなかったものの，PVAMAの分
娩時出血量の中央値は高かった。一般的に，分娩時異常
出血のリスク因子は，初産，肥満，巨大児，羊水過多，
分娩遷延，妊娠高血圧症候群などがある。分娩が遷延す
るリスクが高いとされる35歳以上である初産婦９）は，
帝王切開率が上昇することから分娩時出血量が多い。ま
た，高齢な女性はBMI値が上昇するとともに，糖尿病合
併妊娠あるいは妊娠糖尿病のリスクが高まる。耐糖能異
常に引き続いて起こる巨大児あるいは羊水過多は，産後
異常出血のリスクを上昇させる。さらに，妊婦が高齢
であることやART妊娠は，前置胎盤などの胎盤位置異
常のリスクを上昇させることから10），分娩時異常出血の
リスクが高まる。高齢な女性に合併する子宮筋腫は，
分娩後の正常な子宮収縮を妨げることによって弛緩出
血の原因となる場合がある１）。輸血治療が必要であった
PVAMAの11例のうち８例が自己血を輸血された。子宮
筋腫や胎盤位置異常と診断し，分娩開始前に自己血を貯
血でき，分娩時の同種血輸血を回避できた。40歳以上の
高齢妊婦の死亡率は，20歳未満の妊婦に比べて６倍も上
昇する11）。出血は妊産婦死亡の原因のうち最も多い。し
たがって，分娩が開始する前に異常出血のリスクが高い
と考えられたVAMAは，分娩時異常出血に備えるため
自己血貯血の準備が必要である。
　本研究の弱点は，流産や異所性妊娠といった妊娠22週
未満に診断される合併症を調査していないこと，婦人科
疾患以外の既往症の有無を調査しなかったことである。
わが国の総分娩数に占める高齢妊婦の割合は徐々に増加
しているものの，40歳以上である女性の妊娠率は明ら
かに低い。45歳を超えた極高齢（Extremely advanced 
maternal age: EAMA）妊婦の産科合併症リスクが明
らかに高い12）ことを示した報告がある一方で，そもそ
も妊娠率の低いEAMAの産科合併症リスクを調査する
ことは困難である。Fitzpatrick et al. は，48歳以上の
EAMAは48歳未満である妊婦に比べて，妊娠糖尿病，
帝切率，新生児がNICUに入院する確率が高まることを
報告している13）。妊娠や出産を強く希望し，提供卵子に
よる体外受精を選択する高齢妊婦に対して，EAMAの
産科合併症リスクについてインフォームドコンセントを

行えるだけの臨床成績を蓄積することが必要である。
VAMAおよびEAMAを対象とした大規模な産科合併症
リスク調査が期待される。

結　　　語

　40歳を超えた超高齢妊婦は，39歳以下の高齢妊婦に比
べて，妊娠高血圧腎症や胎児発育不全といった産科合併
症リスクが高く，分娩時出血量が多いことが明らかと
なった。とくに超高年初産婦は，胎盤位置異常や子宮筋
腫などの分娩時異常出血リスクを高める合併症の有無を
妊婦健診時に評価して，同種血輸血リスクを低減する準
備が必要である。
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妊娠高血圧腎症に対する帝王切開術後に蛋白漏出性胃腸症を発症した一例

久保　倫子・上野　尚子・徳本　佑奈・保崎　憲人・坂井　裕樹・岩間かれん
田中奈緒子・築澤　良亮・森川　恵司・植田麻衣子・玉田　祥子

関野　和・依光　正枝・石田　理・児玉　順一

広島市立広島市民病院　産科・婦人科

A case of protein-losing enteropathy after cesarean section for preeclampsia

Rinko Kubo・Naoko Ueno・Yuna Tokumoto・Kento Hosaki・Yuki Sakai・Karen Iwama
Naoko Tanaka・Yoshiaki Tsukizawa・Keiji Morikawa・Maiko Ueda・Shoko Tamada

Madoka Sekino・Masae Yorimitsu・Makoto Ishida・Junichi Kodama

Department of Obstetrics and Gynecology, Hiroshima Citizens Hospital

今回我々は妊娠高血圧腎症に対する帝王切開術後に低アルブミン（Alb）血症を発症し，蛋白漏出性胃腸症と診断された１
例を経験したので報告する。症例は24歳，１妊０産，既往歴なし。前医にて自然妊娠と診断。最終月経から分娩予定日を決
定された。前医での経過は特に問題なかった。妊娠34週時より当院で妊婦健診を行った。妊娠36週４日に，受診時の血圧は
119/53 mmHgと正常であるが，自宅血圧測定で155/102 mmHgまでの上昇を認めた。尿蛋白３＋，尿蛋白/クレアチニン比 
7.14 g/g･Creであった。妊娠高血圧腎症として，緊急帝王切開術を行った。術後８日目の診察で腹水貯留を認めた。1.8 g/dl
までの低Alb血症が遷延した。術後33日目にはAlbは3.2 g/dlまで改善を認めたが，ダグラス窩の腹水貯留は遷延していた。術
後44日目に児がSIDS （Sudden Infant Death Syndrome）の疑いで死亡した。その後Albは再度低下を認めた。尿蛋白が尿蛋
白/クレアチニン比 1.48 g/g･Creと持続しており，術後45日に尿蛋白の精査目的に腎臓内科に紹介した。その後も低Alb血症・
全身浮腫が遷延したが，尿蛋白は減少し，ネフローゼ症候群は否定的であった。術後88日に精査目的に総合内科に紹介し
た。栄養失調の疑いと診断され，外来経過観察が行われた。術後110日目に呂律困難・右半身麻痺のため救急搬送となった。
左前大脳動脈領域と左中心前回に塞栓性の梗塞を認めた。脳梗塞の加療中も低Alb血症・全身浮腫，腹水が遷延した。99mTc
ヒト血清アルブミンシンチグラフィーを施行したところ，上行結腸に蛋白漏出を疑う集積像を認め，蛋白漏出性胃腸症と診
断された。また，遺伝子検査で，PROS1遺伝子のミスセンス変異が検出され，先天性プロテインS欠乏症の診断となった。

A 24-year-old woman (gravida 1, para 0) underwent a prenatal checkup at our hospital at 34 weeks of 
gestation. At 36 weeks and 4 days of pregnancy, although her blood pressure was 119/53 mmHg at the 
hospital, it was 155/102 mmHg at home. Moreover, her urinalysis showed urine protein 3+. She was 
hospitalized and underwent an emergency cesarean section for preeclampsia on the same day. A female 
infant weighing 2,324 g was delivered (Apgar score, 8/9). On postoperative day 8, ascites were observed on 
transvaginal ultrasonography. The patient had persistent edema and hypokalemia (1.8 g/dL). On postnatal day 
44, the infant died of suspected sudden death syndrome at home. The patient was followed up for suspected 
malnutrition due to mental stress. On postoperative day 110, she presented to the emergency department with 
dysarthria and right hemiparesis. An embolic infarction was found in the left anterior cerebral artery territory 
and left precentral gyrus. Protein-losing enteropathy and congenital protein S deficiency were diagnosed based 
on 99mTc human serum albumin scintigraphy and genetic testing.

キーワード：蛋白漏出性胃腸症，妊娠高血圧腎症，先天性プロテインS欠乏症
Key words：�protein-losing enteropathy, preeclampsia, congenital protein S deficiency

緒　　　言

　蛋白漏出性胃腸症は，消化管への血漿蛋白の異常漏出
により低蛋白血症をきたす症候群の総称である。今回
我々は妊娠高血圧腎症と判断し帝王切開術を施行した
後，蛋白漏出性胃腸症と診断された１例を経験したので
報告する。

症　　　例

　24歳，１妊０産。既往歴は特記なし。アレルギーな
し。
　前医にて自然妊娠と診断。最終月経から分娩予定日を
決定され，近医とセミオープンで管理していた。妊娠34
週１日より当院で管理を開始した。妊娠36週１日の妊婦
健診時に，尿蛋白３＋を認めた。血圧は132/72 mmHg
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と正常値であった。自宅血圧の測定と３日後の受診を指
示した。妊娠36週４日の受診時の血圧は119/53 mmHg
と正常であったが，自宅血圧記録では155/102 mmHgま
での上昇を認めた。尿蛋白３＋，尿蛋白/クレアチニン
比 7.14 g/g･Creであったため，妊娠高血圧腎症として同
日入院加療を開始した。迅速な妊娠終結を要すると考え
たが，子宮頸管の熟化が不良であったため，同日に緊急
帝王切開術を行った。脊髄くも膜下麻酔下に，帝王切開
術を行った。出血量は羊水を含めて600 mlであった。骨
盤内には少量の腹水を認めた。児は女児，体重2,324 g，
Apgar Score ８点（１分）/９点（５分），UmApH 7.347
で出生した。児は通常の新生児管理を行った。母体血圧
は，術後から正常域で経過したため，降圧薬の投与は行
わなかった。術後５日目時の経腟超音波検査で，ダグラ
ス窩に少量の腹水貯留を認めた。術後８日目時の経腟超
音波検査では腹水が増加していた。経口摂取不良と浮腫
の持続，1.8 g/dlまでの低アルブミン（Alb）血症が遷延
したため，退院を延期した。その後，食事形態の変更を
行い，経口摂取量は少量ずつ増加した。その他の消化器

症状を認めず，Albの更なる低下は認めなかった。患者
の強い希望があり，術後12日目に退院とし，外来で経過
観察した。術後33日目にはAlb値は3.2 g/dlと改善を認め
たが，ダグラス窩の腹水貯留は遷延していた（図１）。
また，尿蛋白/クレアチニン比も1.48 g/g･Creと高値が
持続しており，尿蛋白持続の精査目的に腎臓内科に紹介
した。その後定期的な経過観察が行われていたが，尿蛋
白量は徐々に低下した。術後44日目に児が自宅で呼吸を
していない状態で家族に発見された。児は他院に搬送さ
れ，死亡が確認された。児の死因としてSIDS （Sudden 
Infant Death Syndrome）が疑われたが詳細は不明であ
る。その後，母体のAlb値は再度1.8 g/dlまで低下を認
めた。尿蛋白量は低下したが，低Alb血症・腹水貯留は
持続しており，腎疾患以外の原因精査目的で術後88日目
に総合内科紹介となった。児死亡による精神的なストレ
ス等を背景とした栄養失調・蛋白産生低下が第一に疑わ
れた。同科で経過観察を継続するとともに，精神的な支
援介入を目的に精神神経科に紹介された。不眠症と診断
されたが，患者の薬物治療希望はなく，経過観察となっ

図１　術後33日目の経腟超音波検査所見：ダグラス窩に腹水貯留を認めた。

図２　頭部CT・MRI画像所見
Ａ：頭部CT左頭頂葉～左前頭葉内側にかけて白質−灰白質のコントラストが低下している。
Ｂ：�頭部MRI 左anterior cerebral artery（ACA）領域，middle cerebral artery（MCA）領

域にDiffusion-weighted imaging（DWI）high領域を認めた。
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た。術後110日目に呂律困難・右半身麻痺のため救急搬
送された。頭部MRI（Magnetic Resonance Imaging）
で左前大脳動脈領域と左中心前回に塞栓性の梗塞を指
摘された（図２）。血栓回収は困難と判断され，ヘパリ
ンによる保存的加療を開始された。その後，失語症状
は寛解した。右半身の麻痺症状は残存したが，杖歩行
が可能な状態まで改善した。脳梗塞発症時の採血にお
いて，ATⅢ活性が78％と軽度低下していた。フィブリ
ノーゲンが912 mg/dlと異常に高値であり凝固異常を認
めた。また，プロテインS活性 20％，総プロテインS抗
原量 153％，遊離型プロテインS抗原量 84％，と活性の
みの低下を認めた。経口摂取量は徐々に改善したが，低
Alb血症は0.8～2.2 g/dlの幅で遷延したため，Alb製剤の
投与を度々要した。術後178日目に施行した99mTcヒト
血清アルブミンシンチグラフィーにおいて小腸からの蛋
白漏出を疑う所見があり（図３），蛋白漏出性胃腸症に
よる低Alb血症と診断された。蛋白漏出性胃腸症の原疾
患特定のための問診や検査を行った。病歴・身体所見・
検査結果からはSLE，Sjogren syndrome，IgG4関連疾患
などは分類・診断基準を満たさず，原疾患は特定されな
かった。術後187日目に精査加療目的で転院となった。
　転院後もカプセル内視鏡検査などが行われたが，やは
り原疾患特定には至らなかった。プロテインS欠乏に関
して遺伝子検査を行ったところPROS1遺伝子のミスセ
ンス変異が検出され先天性プロテインS欠乏症の診断と
なった。原疾患は特定されなかったが，妊娠が契機と
なっていること，抗核抗体陽性，低補体血症を認めるこ
とより，背景に全身性エリテマトーデス（SLE）類似の
病態が影響していると推測された。プレドニン30 mgの
内服加療を開始したが効果に乏しく，プレドニン40 mg

静注とシクロホスファミドパルス療法を開始された。そ
の後Alb値は緩徐に上昇し，浮腫も改善傾向にある。

考　　　案

　蛋白漏出性胃腸症は消化管への血漿蛋白の異常漏出に
より低蛋白血症をきたす症候群の総称である。腸管への
蛋白漏出の機序として，腸管のリンパ系異常，毛細血管
の透過性冗進，粘膜上皮の異常が挙げられている１）。診
断基準は，①低蛋白血症，低Alb血症，②α1アンチト
リプシンクリアランス13 mL/日以上，または99mTcヒ
ト血清アルブミンシンチグラフィーで明らかな漏出，の
２項目の所見を満たすことである１）。原因となる原疾患
は多数あり，①消化管粘膜のびらんや潰瘍：炎症性腸疾
患（クローン病・潰瘍性大腸炎など）　胃癌・悪性リン
パ腫など　②リンパ系の異常：先天性心疾患・収縮性心
筋炎などの右心不全・肝硬変・腸サルコイドーシス・腸
リンパ拡張症など　③腸粘膜からの透過性亢進：アミロ
イドーシス・自己免疫疾患（SLEや関節リウマチ）など，
多岐にわたって挙げられる１）。
　今回は低Alb血症を認めたこと，99mTcヒト血清アル
ブミンシンチグラフィーにて小腸からの蛋白漏出を疑う
所見を認めたことより，蛋白漏出性胃腸症と診断した。
原発性リンパ管拡張症や消化管悪性リンパ腫が原疾患で
ある場合にはカプセル内視鏡やバルーン内視鏡での小腸
検索や小腸生検が有用である。本症例も原疾患の特定を
目的として胃・十二指腸生検・カプセル内視鏡が行われ
たが，異常所見を認めなかった。また，本症例は若年女
性であること，妊娠を契機に発症していることより，原
疾患として膠原病・自己免疫疾患の検索も行われた。
SLEの約1.8−3.2％に蛋白漏出性胃腸症が発症すると言

図３　99mTcヒト血清アルブミンシンチグラフィー
Ａ：10分後像で左上腹部の集積が上昇しており小腸への漏出が疑われた。
Ｂ：3.5時間後に上行結腸にRIの排泄を認めた。
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われている２）。免疫複合体の沈着や補体の活性化が血管
透過性を亢進させるため，腸管での蛋白漏出に関与し
ていると考えられている２）。本症例では，1,500 /mm3以
下のリンパ球減少，抗核抗体陽性のみを認め，SLEの診
断基準３）を満たさなかった。Perednia et al.は，SLEに
合併した蛋白漏出性胃腸症をLupus associated protein 
losing enteropathy（LPLE）として報告しており，診断
時にはSLEの診断基準を満たす必要はないと記述してい
る４−５）。本症例もSLEの診断基準は満たさなかったが，
同様の病態であった可能性が考えられる。
　本症例は，妊娠前の既往症がなく，妊娠・分娩を契機
に発症した蛋白漏出性胃腸症であると考えられた。我々
が検索した限りでは，周産期での発症や蛋白漏出性胃腸
症を合併した妊娠の報告はなかった。
　本症例は，術後178日目に蛋白漏出性胃腸症の確定診
断となっており，診断までに時間を要した。当初は妊娠
高血圧腎症に伴う尿蛋白陽性，低Alb血症，腹水貯留で
あると判断して加療を行っていた。分娩後に改善傾向が
見られず，妊娠高血圧腎症の経過としては非典型的であ
ると考えた。尿蛋白/クレアチニン比が高値であり，ネ
フローゼ症候群などの腎疾患による低Alb血症の可能性
を考えたため，腎臓内科への紹介を行った。また，児が
生後44日目に死亡しており，精神的なストレスによる経
口摂取不良も低Alb血症の要因として鑑別にあがった。
総合内科へ紹介時に，蛋白漏出性胃腸症の可能性も鑑別
として挙げられたが，明らかな経口摂取量の不足を認め
たこと，プレアルブミンが13 mg/dlと低値であることよ
り，児死亡による精神的なストレス等を背景とした栄養
失調・蛋白産生低下が第一に疑われた。そのため，精神
神経科の介入をまずは優先した。
　複数の要因が重なっていたことで診断までに時間を要
したと考えられる。症例を振り返ると，妊娠高血圧腎症
では十分な説明のつかない，低Alb血症と腹水貯留の遷
延を認めている。今後同様の所見を認めた際には，稀な
疾患ではあるが，蛋白漏出性胃腸症の可能性を考慮する
必要があると考える。速やかな診断を行うために，早期
より総合内科や高次施設への紹介を行うのが望ましいと
考える。
　脳梗塞発症と蛋白漏出性胃腸症は関連していると考え
られる。過去に蛋白漏出性胃腸症で血栓症を発症した症
例は稀であるが報告されている６−７）。原らの報告では，
過去の報告の共通点として比較的若年（平均37.4歳）で
の発症，主幹脳動脈の閉塞あるいは高度狭窄が認められ
る，ATⅢの低下，フィブリノーゲンの異常高値があげ
られており６），本症例も主幹脳動脈の閉塞あるいは高度
狭窄以外の３項目を満たしていた。
　別疾患である低Alb血症をきたすネフローゼ症候群に
脳梗塞を発症した症例報告も散見される。ネフローゼ症

候群における脳梗塞発症の原因として，①低Alb血症に
よる血漿膠質浸透圧の低下が引き起こす血管内脱水・循
環血漿量の減少，②肝臓におけるAlb合成の亢進に伴い
フィブリノーゲンの合成も促進され，血液の粘性増加お
よび血流障害をきたすこと，③リポタンパク合成の亢進
に伴う血管内皮の機能不全・動脈硬化，などが挙げられ
ている８）。本症例でも前述した通り，低Alb血症とフィ
ブリノーゲンの高値が認められた。さらにLDLコレステ
ロールは328 mg/dlまで上昇しており，上記のネフロー
ゼにおける脳梗塞発症の原因を満たしていた。蛋白漏出
性胃腸症でも，脳梗塞発症までに同様の病態が起きてい
るとおきているのではないかと推測される。
　また本症例ではプロテインS欠乏について遺伝子検査
を行ったところ，PROS1遺伝子のミスセンス変異を検
出し，先天性プロテインS欠乏症と診断がついた。プロ
テインS欠乏症は下肢静脈血栓症や肺梗塞といった静脈
血栓症を起こしやすいことが知られているが，脳動脈系
血栓症を引き起こした症例も報告されている９）。基礎疾
患として先天性プロテインS欠乏症を有していたところ
に，蛋白漏出性胃腸症における脳梗塞の発症のリスク因
子が加わり，より脳梗塞を発症しやすい状況であったと
考える。先天性プロテインS欠乏症と蛋白漏出性胃腸症
を合併した症例は我々が検索した限りでは現時点では報
告されていない。
　蛋白漏出性胃腸症について，続発性のものは原疾患へ
の治療を行うことが基本となる10）。原発性・原疾患が不
明な場合には対症療法が中心となる。症例数が少ないた
め確立した治療法がないのが現状である。穂苅らは，栄
養療法として，高カロリー低脂肪食で食事指導すること
としている。低脂肪食は脂肪吸収が減少することによ
り，リンパ管内圧を減少させて漏出を低下させることが
想定されるため，中鎖脂肪酸製剤を主体とした高カロ
リー低脂肪食で食事指導することを推奨している10）。自
己免疫疾患の関与が想定される場合にはステロイド加療
が効果的であった報告もあり，日和見感染に留意した投
与が検討される10）。血栓症を合併した際にはどのような
抗凝固薬が適しているか未だ判明していない。
　本症例では原疾患は不明であるものの，SLE類似の
病態が影響していると判断され，プレドニン30 mgの内
服加療を開始した。LPLEの特徴として，若年女性に発
症し，抗核抗体が陽性であることが多いと記載されて
おり５），本症例と合致している。またステロイド投与
によって低Alb血症の改善を認める，とも記載されてい
る５）。本症例はステロイド投与によって病状の改善を認
めなかったため，SLEの標準治療の一つであるプレドニ
ン40 mg静注とシクロホスファミドパルス療法が開始さ
れた。その後，低Alb血症は徐々に改善傾向を認めてい
る。今後同様の症例を経験した場合には，LPLEの可能
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性を考慮し，SLEに準じた治療の開始を検討する必要が
あるかと考える。蛋白漏出性胃腸症は症例数が少なく，
治療に関しては，今後症例の蓄積が望まれる。

結　　　語

　妊娠高血圧腎症と判断し帝王切開術を施行した後，蛋
白漏出性胃腸症と診断された１例を経験した。稀な病態
ではあるが，若年女性における遷延する腹水・低Alb血
症を認める場合には，蛋白漏出性胃腸症を鑑別にあげる
必要があると考える。
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妊娠高血圧症候群に合併した周産期心筋症の診断的ピットフォール

福島瑠璃子・加藤　一朗

隠岐広域連合立隠岐病院　産婦人科

Diagnostic pitfalls in peripartum cardiomyopathy concomitant with 
hypertensive disorders of pregnancy

Ruriko Fukushima・Ichiro Kato

Department of Obstetrics and Gynecology, Oki Hospital

周産期心筋症は心疾患の既往のない女性が妊娠・産褥期に心不全を発症する疾患と定義される稀な周産期合併症だが，今回
我々は妊娠高血圧症候群に合併した周産期心筋症を経験した。症例は24歳初産婦で，妊娠37週４日にBP 140/90mmHgの高血
圧と蛋白尿，著明な体重増加と乏尿をきたしたため，妊娠高血圧症候群の診断で緊急帝王切開術を施行した。　
術後，経皮的動脈血酸素飽和度低下を認め，BNP>2,000pg/mL，心臓超音波検査でLVEF 40%の心機能低下を認め，周産期
心筋症の診断で高次医療機関へ搬送となった。息切れや動悸，浮腫といった心不全症状は正常妊娠期でも認める所見であ
り，本症例は周術期の輸液管理や産褥期の生理的な静脈還流量増多により心不全が顕在化した。術前に周産期心筋症の兆候
を見逃さず，早期診断に向けて妊娠高血圧症候群や周産期心筋症の病態生理を理解し適切に全身評価や検査を進めることが
重要である。

Peripartum cardiomyopathy, a rare perinatal complication, refers to a condition in which a woman without a 
history of cardiac disease develops heart failure during pregnancy and in the postpartum period. We report 
a case of peripartum cardiomyopathy concomitant with hypertensive disorders of pregnancy in a 24-year-old 
primipara who underwent emergency cesarean delivery at 37+4 weeks for management of preeclampsia with 
significant weight gain and oliguria. 
Postoperatively, percutaneous oxygen saturation was decreased and the serum brain natriuretic peptide level 
was elevated (>2,000pg/mL). 
Echocardiography showed left ventricular ejection fraction of 40%, and the patient was transferred to a 
higher-level medical center with a diagnosis of peripartum cardiomyopathy. Physiological changes observed 
in pregnancy, including shortness of breath, palpitations, and edema mimic symptoms of heart failure. 
Heart failure observed in our patient was associated with perioperative fluid infusion management and 
a physiological increase in venous return during the postpartum period. It is important to understand 
the pathophysiology of peripartum cardiomyopathy and hypertensive disorders of pregnancy to perform 
appropriate systemic evaluation for early diagnosis without missing any signs of peripartum cardiomyopathy 
preoperatively.

キーワード：周産期心筋症，妊娠高血圧症候群，心不全，輸液管理
Key words：�peripartum cardiomyopathy, hypertensive disorders of pregnancy, heart failure,  

infusion management

緒　　　言

　周産期心筋症は心疾患の既往のない女性が妊娠・産褥
期に心不全を発症する疾患と定義され，稀な周産期合併
症でありながら死亡率は４%であり�１），母体死亡原因の
一つとして生命予後に関わる重要な疾患の一つである。
しかし，息切れや動悸，浮腫といった心不全症状は妊娠
期にはありふれた症状であり，疾患の病態理解がきちん
となされ，疑って検査を進めなければ早期診断は困難と
言える。実際，周産期心筋症の初診医は産科医師，総
合内科医が全体の４分の３を占めるという報告があり�２） 

特に循環器専門医が不在であることの多い 中山間地・
離島医療を担う産婦人科医師にとって本疾患は特に意識
して診療すべき疾患と言える。
　今回，妊娠高血圧症候群に合併した周産期心筋症症例
を経験したが，産科医として臨床上経験することの多い
妊娠高血圧症候群診療の思わぬピットフォールとして痛
感し，疾患病態理解の重要性を感じたため報告する。

症　　　例

　24歳，G1P0，既往歴や家族歴に特記事項なし。身長
157cm，妊娠前体重 47.0kg。
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　現病歴：自然妊娠。妊娠33週から徐々に体重増加を
認め，妊娠37週３日の妊婦健診で体重63.5kg（１ヶ月の
体重増加量が６kg）となり，著明な下腿浮腫，尿蛋白
（定性法）２+，血圧120/80mmHg台と血圧上昇はない
ものの，UA 5.9mg/dL，AT-Ⅲ 74.7%であり，妊娠高
血圧腎症の兆候と判断し入院管理の方針とした。BUN 
9.3mg/dL，Cr 0.77mg/dL（eGFR 73.5mL/�分�/1.73m2），
尿蛋白/クレアチニン比0.21g/gCrであり妊娠高血圧腎症
の蛋白尿の基準は満たさず，他に母体臓器障害を疑う所
見は認めなかった。また，Dダイマー 3.7μg�/ｍLと軽度
上昇を認めたが，下肢静脈エコーで可視範囲に深部静脈
血栓形成は認めなかった。
　翌日妊娠37週４日は血圧130−140/70−90mmHg台と
軽度血圧上昇を認め，BUN 9.0mg/dL，Cr 0.80mg/dL
（eGFR 73.5mL/分/1.73m2）と血液検査データ上は横ば
いだが尿蛋白/クレアチニン比0.38g/gCrと尿蛋白陽性と
なり，徐々に乏尿（10mL/時間）となり，胸部X線検査
（図１a）で軽度の左胸水を認めたため，母体臓器障害
（急性腎障害）の出現と判断し同日中の緊急帝王切開術
を決定した。ここまでの経過中に，胎児機能不全や呼吸
苦，経皮的動脈血酸素飽和度（以下SpO2）の低下は認

めなかった。
　入室直前に細胞外液の輸液を開始し脊椎くも膜下麻酔
で帝王切開を行い，術中出血量は羊水込みで510mL，
児は出生体重2,538g，Apgar score ８点（１分），９点
（５分），臍帯動脈血pH 7.261であった。手術中，経鼻
酸素カニューレ３L/min でSpO2 98%であったが，児の
娩出後にプロポフォール持続静注で鎮静を開始したころ
よりSpO2 92−95%台に低下した。この時は症状や経過
から肺血栓塞栓症を積極的には疑わず，鎮静による呼
吸抑制と考え術後はより厳重なモニタリングを行う方
針とした。尿量は術前尿道留置カテーテル挿入時に一
時的に510mLの尿流出を認めたため，輸液は術中に膠
質液500mLと術前から投与した細胞外液を含めて合計
1,600mLを投与し，術後の輸液管理は細胞外液500mLを
６時間で投与した後，維持液に切り替える予定とし，過
剰輸液による肺水腫を避ける目的で利尿期まではルーチ
ンの輸液負荷を避けるように指示した。
　その後，覚醒に伴って一時的にSpO2 96−98%（経鼻
酸素カニューレ３L/min下）となったが，術後 ３時間
後から起座位を要する呼吸苦とSpO2低下（経鼻酸素カ
ニューレ３L/min下で SpO2 91%）を認め，術後平均尿

図１　胸部X線検査
a：術前（立位）心胸郭比49%，左肋骨横隔膜角は軽度鈍角
b：術後（座位，ポータブル）心胸郭比54%，左胸水の増加および血管陰影の増強

図２　本症例の経過（尿量，SpO2の時系列変化）
SpO2：経皮的動脈血酸素飽和度，P/C：尿蛋白/クレアチニン比，
Xp：胸部X線検査，LVEF：左室駆出率
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量は20mL/時間で推移していた。術後血液検査で，生
化学・免疫血清，全血球計算，凝固検査は特記問題な
いものの，BNP>2,000pg/mLと異常高値であり，ベッ
ドサイド心臓超音波検査で左室駆出率（Left Ventricle 
Ejection Fraction; LVEF）40%とびまん性の左室壁運動
低下を認め，下大静脈径 17mm，呼吸性変動の消失，三
尖弁逆流を認めた。胸部X線検査でも心胸郭比が前日の
術前検査から比較し49%から54%の拡大を認め，胸水の
増多と血管陰影増強を認めた（図１ａ，ｂ）。心電図や
心臓超音波検査上，不整脈や急性心筋梗塞，肺血栓塞栓
症を示唆する右心負荷所見は乏しく，経過から周産期心
筋症を疑い，集学的治療が可能な高次医療機関への搬送
を決定した（図２）。
　搬送先の医療機関で循環器内科専門医により，肺塞栓
症を鑑別に含めた精査を施行され，周産期心筋症に矛盾
しないという結果であった。治療はブロモクリプチンに
よる断乳と，心不全治療としてカルベジロール，エナラ
プリルマレイン酸，スピロノラクトン，血栓予防のため
のワルファリンカリウムを開始され，退院前にはLVEF 
35％から45%と改善傾向を認め，心臓リハビリテーショ
ンでも屋内の日常生活に制限は必要ないという診断で，
帝王切開術後16日目に退院となった。その後，育児手技
獲得と育児による心不全兆候再燃の有無を確認するた
め，術後20日目に母児同室入院とし，術後22日目に特記
心不全兆候再燃なく退院となった。

考　　　案

　周産期心筋症は心疾患の既往のない女性が妊娠・産褥
期に心不全を発症し，拡張型心筋症に類似した病態を示
す心筋症であり，未だ画一的な診断基準はなく，1971年
にDemakis et al.� ３）が提唱した定義の他，多数診断基準
が報告されているが�４-５），本邦では2019年に発行された
『周産期心筋症診療の手引き』�６）により，①妊娠中か
ら産後６ヶ月以内に新たに心収縮機能低下・心不全を発
症　②他に心収縮機能低下・心不全の要因となる疾患が
ない　③発症まで心筋疾患の既往がない　④左室収縮機
能の低下（LVEF 45%以下）と定義されている。
　発症率は人種や国・地域により差があるものの，本邦
ではKamiya et al.�１）が2009年に行った調査より，20,000
分娩に１例と算出されており，稀な周産期合併症であ
る。危険因子は妊娠高血圧症候群，多胎妊娠，切迫早産
治療（βアゴニストの投与），高齢妊娠が挙げられ�５），
死亡率は人種や地域により異なるが，本邦では４%と報
告され�１），およそ５〜10%の症例は重症化すると言われ
ている�７）。
　一方，妊娠高血圧症候群は全妊娠の5.2〜8.2％に合併
すると報告されており�８），産婦人科診療でも比較的診療
する機会の多い重要な妊娠合併症である。重症度につい

ては①妊娠高血圧・妊娠高血圧腎症・加重型妊娠高血圧
腎症・高血圧合併妊娠において，収縮期血圧160mmHg
以上，または拡張期血圧110mmHg以上を満たす場合　
②妊娠高血圧腎症・加重型妊娠高血圧腎症において，母
体の臓器障害または子宮胎盤機能不全を認める場合と定
義されている�９）。周産期心筋症の37%が妊娠高血圧症候
群を合併していると報告されている�10）が，有病率の差
から考えると，実際には妊娠高血圧症候群のほとんどは
心機能低下をきたさない場合が多く，心不全の兆候とし
ての息切れや動悸，浮腫といった正常妊娠でも認める症
状をいかに病的として検査を進めるかが，母体や胎児の
予後を左右する重要なターニングポイントとなる。
　そこで，本症例の経過をもとに，妊娠高血圧症候群と
周産期心筋症の病態を整理し，早期発見や重症化を防ぐ
ために今後我々が気をつけるべきポイントを考察してい
く。
　まず，本症例は帝王切開中に酸素化不良を認め，術後
に肺水腫を来した。帝王切開術の周術期の輸液管理は基
本的に，麻酔による末梢血管拡張作用による低血圧予防
目的で膠質液や細胞外液を負荷し�11），子宮収縮を促すた
めにオキシトシンを投与しつつ，出血量に応じて膠質液
や細胞外液を急速投与するなど，出血コントロール次第
ではあるが輸液過多となる傾向がある。我々産婦人科医
は，妊娠高血圧症候群の場合，血管内皮障害の影響で過
度な輸液で血漿成分の血管外漏出による術後肺水腫や胸
腹水貯留を避けなければならず，膠質浸透圧の高い輸液
を選択しがちである。その中で，本症例も術後の輸液量
を抑えていたとはいえ，おそらく術前から心不全による
体循環うっ滞をきたしていたところに，それらの輸液に
よって心臓前負荷を増大させ，さらに産褥期の子宮収縮
による静脈還流量の増加も加わったことで左心不全を増
悪させ，左房圧上昇による肺水腫や胸水で呼吸状態の悪
化を来たしたとも推測できる。
　また，本症例は乏尿や軽度の胸水貯留の所見から母体
の臓器障害と判断し，重症妊娠高血圧症候群として帝王
切開術に踏み切った。血液検査では進行性のCr上昇を
認めないものの明らかな急性の乏尿を認めており，AKI
（急性腎障害）診療ガイドライン2016�12）ではCrの上昇
に加え，尿量も診断基準やステージングに使用されてお
り，本症例は尿量0.5mL/kg/時間以下が６時間以上継続
しており，ステージⅠの急性腎障害をきたしていた。妊
娠高血圧症候群によって急性腎障害をきたす機序は血管
内皮障害による腎性腎不全が主で1.5〜２%に認めるとさ
れており，HELLP症候群の場合に７〜36%に合併する
とも言われ�９），血栓性微小血管症の病態を呈する場合も
ある。一方，周産期心筋症では腎臓の血液灌流低下と腎
静脈圧の上昇を来し腎障害が生じるとされ，様々な要因
はあるものの腎前性腎不全が主な原因とされる。
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　著明な体重増加を伴う浮腫も妊娠高血圧症候群による
血管内皮障害による血管透過性の亢進や低Alb血症によ
る膠質浸透圧低下が原因とも考えうるが，周産期心筋症
による左心不全で毛細血管内圧が上昇し浮腫を認めた可
能性も十分にある。
　両者の疾患は類似した症状を来しつつも，病態は全く
異なっており治療方針にも大きく影響する。もちろん妊
娠高血圧症候群が背景にあり，両者の病態が併存してい
ることも考える必要はあるが，妊娠高血圧症候群の病態
のみ念頭に置いて管理した場合，周産期心筋症の発見を
遅らせるだけではなく，うっ血や臓器血流の低灌流の所
見を評価しないままの輸液管理や利尿剤使用のタイミン
グによっては心不全を増悪させてしまう可能性もある。
気をつけるべきポイントとしては，血管内虚脱または
うっ血の有無である。超音波下に下大静脈を計測する方
法で，妊娠高血圧症候群で血管内皮障害による血管外へ
の血漿漏出をきたしている場合，下大静脈径は減少し，
腹式呼吸により虚脱する像を呈する。逆に周産期心筋症
による心不全で体循環のうっ滞があれば下大静脈径は増
大し，呼吸性変動が減少する。劇的に循環血漿量が変化
する周術期に非侵襲的にリアルタイムで下大静脈を評価
することが可能で，積極的に評価していくことが重要と
言える。
　だが実際は，妊娠高血圧症候群で血管内脱水をきたし
ている場合，LVEFの低下した周産期心筋症の輸液管理
はむやみに利尿剤で血管内のボリュームを下げてしまう
と低心拍出の状態となり心原性ショックを来たす。ま
た，妊娠高血圧症候群の増悪により腎障害が進行すると
利尿を得るためにはある程度の腎血流を維持させる必要
があるが，過剰な輸液が肺水腫につながる場合や，利尿
剤の無理な使用による血管内脱水の励起で妊娠・産褥期
の凝固傾向や血管内虚脱による血栓形成のリスクもあ
る。妊娠高血圧症候群の最大の治療は妊娠の終結と言わ
れているが，実際には帝王切開周術期に発症した肺水腫
の原因疾患の診断に苦慮した報告や本症例と同様に帝王
切開術後に周産期心筋症を発症したという報告も散見さ
れ�13，14），周産期心筋症は上記の異なる病態を考慮しなが
らの繊細な輸液や薬物治療管理を要する複雑な疾患であ
り，産婦人科医として臨床上経験することの多い妊娠高
血圧症候群の思わぬピットフォールとして痛感し，他科
（循環器科や総合内科）との連携の重要性を感じた。
　本症例は，結果的に帝王切開術後に周産期心筋症の診
断に至り，出産後すぐの搬送により３週間弱の母子分離
となってしまった結果から，術前の乏尿や，著明な体重
増加をきたすほどの浮腫の原因を妊娠高血圧症候群の血
管内皮障害として思い込まず，異なる病態が関与してい
ると考え精査を進めた場合，循環器内科専門医不在の当
院では帝王切開術を行わず，母体搬送にて集学的治療の

もと安全に周産期管理ができたのではとも考えられる。
幸い本症例は重症化せず高次医療機関に搬送が可能で
あったが，循環器内科専門医が不在の中山間地・離島の
施設は多々あり，平素より心臓超音波検査にある程度の
精通性が必要と実感した症例であった。
　また，産科病棟に常設している超音波機器は心臓超音
波検査のために必要なセクタープローブが搭載されてい
ないことが多く，普段ほとんど心臓超音波検査をしな
いであろう産婦人科医が，技量に左右されずに母体心
疾患を評価する方法として，ナトリウム利尿ペプチド
（BNP）が挙げられ，各種ガイドラインでも心不全の診
断や重症度評価に有用とされている�６，９，15）。BNPは正常
妊娠でも循環血漿量の増により平均で２倍程度に増加す
るが，周産期心筋症診断時の平均BNP値は1,258pg/�mL
と高値であり，診断に有用な検査と考えられる�１）。ただ
し，検査の対象や時期などは未だ明示されておらず，
臨床現場では心不全兆候を疑って初めて検査すること
が多い。周産期心筋症のリスク因子を有する妊産婦129
例を対象として後ろ向き検討では，妊娠36週のBNP値
が100pg/mLを超えている症例が８例（6.2%）あり，そ
のうち２例が周産期心筋症を発症したと報告されてお
り�16），本症例も肺水腫と急性腎障害を来した重症妊娠高
血圧症候群と考えうる経過でもあったが，術後血液検査
にBNPを追加することで周産期心筋症を疑うきっかけと
なった。有病率から，スクリーニングとしてBNPを用い
る必要はないが，今回の教訓として病態は異なれど症状
がかなり類似している中で，特に重篤化する前に周産期
心筋症を診断する必要のある中山間地や離島など循環器
内科専門医不在の施設では，リスク因子である妊娠高血
圧症候群や多胎，長期切迫早産治療を受けた症例に対し
て輸液過多となりやすい帝王切開術をする場面は積極的
にBNPを評価すべきと考える。
　また，昨今周産期心筋症とsFlt-1との関連性も報告さ
れており�17），発症前に周産期心筋症リスクをより精密に
予見できると，中山間地・離島での周産期管理がより安
全に行えると考え，今後のデータ蓄積に期待する。
　本邦では周産期心筋症のおよそ63%は１年以内に正常
心機能に回復する一方，９%は心機能低下が残存し，次
回妊娠時の再発リスクが高いことが知られており�１），本
症例において産後の心不全兆候と育児手技の兼ね合い
や，避妊法の指導など切れ目のない循環器内科との併診
が望まれる。

結　　　語

　20,000件に１件という稀な周産期心筋症を循環器専門
医不在の施設で経験し，産婦人科として比較的診療す
ることの多い妊娠高血圧症候群の診療の思わぬピット
フォールとして病態理解の重要性を痛感した。
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血栓症を発症した卵巣癌合併妊娠の２例
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Pregnancy with ovarian cancer complicated by venous thrombosis: Two case repots

Mikako Ohnishi・Atsuko Yoshida・Tomotaka Nakagawa・Aya Shirakawa
Tomohiro Kagawa・Ayuka Mineda・Masato Nishimura・Takeshi Iwasa・Takashi Kaji

Department of Obstetrics and Gynecology, Tokushima University Hospital

【緒言】悪性腫瘍と妊娠はそれぞれ血栓症のリスク因子である。また卵巣明細胞癌は血栓症のリスクが高い癌として知られ
ている。今回我々は治療中に血栓症を発症した卵巣明細胞癌合併妊娠を２例経験したため報告する。
【症例１】41歳，G2P1，159cm，58.5kg（BMI 23.1）。自然妊娠後，増大する左卵巣腫瘍を認め，悪性腫瘍が疑われた。妊娠
13週に腫瘍破裂のため腹式左付属器摘出術を実施，卵巣癌（明細胞癌）と診断された。術後は弾性ストッキングと間欠的空気
圧迫装置で血栓予防策を行ったが術後５日目に視野障害が出現，多発脳梗塞や下肢静脈血栓，心内血栓を認めた。人工妊娠
中絶と早期の根治術を希望したため，抗凝固療法で血栓症が改善した妊娠18週で子宮摘出を含む卵巣癌根治術を施行した。
術後はリバーロキサバンを内服した。
【症例２】36歳，G1P0，157cm，49.3kg（BMI 20.0）。子宮内膜症性嚢胞を指摘されていたが本人希望により不妊治療を先行
した。体外受精・胚移植で妊娠後，卵巣腫瘍は増大し充実部も出現した。卵巣癌が疑われ，妊娠17週に試験開腹術を実施，
腫瘍の増大と広範囲な播種・癒着のため腫瘍組織の生検のみ行い，卵巣癌（明細胞癌）と診断された。術後は弾性ストッキ
ングと間欠的空気圧迫装置に加え，エノキサパリンナトリウムで血栓予防を行ったが，妊娠21週に肺塞栓と下肢静脈血栓を
認め，ヘパリンナトリウムで治療を行った。妊娠継続を希望したため化学療法を開始したが，腫瘍の増大が顕著となり妊娠
継続困難と判断し，妊娠25週に帝王切開術を行った。術後は血栓予防策実施の後，リバーロキサバン内服に移行した。
【考案】悪性腫瘍合併妊娠では，血栓症についても十分な留意が必要である。特に卵巣明細胞癌のように血栓症をきたしや
すい癌の場合は，より慎重な予防策が望ましい。

Introduction: Pregnancy and cancer are risk factors for thrombosis. We report the cases of two pregnant 
patients with ovarian cancer and venous thrombosis.
Case 1: A 41-year-old woman (G2P1, BMI 23.1) underwent left adnexectomy at 13 weeks of gestation and 
was diagnosed with ovarian clear cell carcinoma. Postoperative visual disturbance was reported. The patient 
had multiple cerebral infarctions, deep vein thrombosis, and intracardiac thrombosis; anticoagulant therapy 
was prescribed. At 18 weeks of gestation, the patient underwent surgery for ovarian cancer, including a 
hysterectomy.
Case 2: An endometrioid cyst was detected in a 36-year-old woman (G1P0, BMI 20.0) before pregnancy. At 12 
weeks of gestation, the ovarian tumor enlarged and was suspected to be malignant. At 17 weeks of gestation, 
a biopsy was performed and revealed ovarian clear cell carcinoma. Enoxaparin sodium was administered 
postoperatively. However, the patient developed pulmonary embolism and deep vein thrombosis. The patient 
wanted to continue with the pregnancy and, thereby, underwent chemotherapy; however, her ovarian cancer 
worsened. At 25 weeks of gestation, a cesarean section was performed. The patient continued to receive 
postoperative anticoagulant therapy, but the lower extremity venous thrombosis recurred.
Conclusion: In pregnancies with malignant tumors, continuous and careful consideration of thromboprophylaxis 
is desirable. 

キーワード：悪性腫瘍合併妊娠，卵巣癌，明細胞癌，血栓症
Key words：�cancer during pregnancy, ovarian cancer, clear cell carcinoma, venous thrombosis

緒　　　言

　悪性腫瘍合併妊娠とは，妊娠中から産後１年以内に悪
性腫瘍を診断もしくは治療された妊娠を指し，その頻度

は1000～2000妊娠に１例だが，高齢妊娠の増加などに
伴い近年では増加している１）。悪性腫瘍合併妊娠では，
癌の治療や胎児への影響について議論されることが多
い�２）３）。しかし，悪性腫瘍と妊娠はともに血栓症のリス
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ク因子であり�４）５），悪性腫瘍合併妊娠において血栓症へ
の注意も重要である。今回我々は血栓症を発症した卵巣
癌合併妊娠の２症例を経験したため報告する。

【症例１】41歳，G2P1，159cm，58.5kg（BMI 23.1）。
血栓症や卵巣腫瘍の既往なし。自然妊娠し，妊娠６週
に近医産婦人科で９cm大の左卵巣腫瘍を指摘された。
妊娠10週で当院を紹介受診し，腫瘍は13cm大に増大
していた。MRIで充実部を含む18cmの腫瘍を確認し
（図１），悪性腫瘍も疑われたが腫瘍マーカーはCA125 
26U�/ml（施設基準値≦35U/ml），CA19-9 23U/�ml
（＜�37U/ml）と基準値内だった。妊娠11−12週に病状
説明の上，左付属器摘出術を行う方針となった。日程調
整の結果，方針決定から10日後の妊娠14週に手術予定と
なった。しかし妊娠13週に強い腹痛を訴え，左卵巣腫瘍
の縮小と腹水貯留の所見から腫瘍破裂を疑い，同日緊急
で左付属器摘出術を実施した。術中迅速病理組織診断で
は境界悪性以上の漿液性或いは明細胞腫瘍の診断であ
り，大網切除を追加した。術後は弾性ストッキングと間
欠的空気圧迫装置の着用で血栓予防策を行った。術後５
日目に数分間の右目の視野欠損が出現した。他に神経
学的所見は認めず，一過性脳虚血発作の精査を実施，
頭部MRIで多発脳梗塞を認め，D-dimerは24.9�μg/�ml
（＜�1.0�μ�g�/�ml）と上昇していた。心臓超音波検査と下
肢静脈超音波検査の結果，右心室の心内血栓と左ヒラメ
静脈の深部静脈血栓を指摘された。悪性腫瘍と妊娠によ
る血栓塞栓症が考えられ，ヘパリンナトリウムで治療を
開始した。術後，左卵巣腫瘍は卵巣明細胞癌の診断であ
り，本人と夫が人工妊娠中絶を希望したため，血栓の器
質化を確認した妊娠18週に腹式単純子宮全摘出，右付属
器摘出，骨盤リンパ節郭清，傍大動脈リンパ節郭清術を

行った。最終病理組織診断はⅠC２期（T1c2N0M0）で
あった。術中出血量は1642gで赤血球濃厚液２単位を輸
血した。循環器内科と相談し，術後１日目までは弾性ス
トッキングと間欠的空気圧迫装置の着用を血栓予防策と
し，創部止血確認後の術後２日目より血栓症治療として
リバーロキサバン15mgを開始した。その後，リバーロ
キサバン内服を行いながら，術後化学療法を完遂した。
術後２年の時点で血栓症も卵巣癌も再発を認めなかった
ため，抗凝固療法は終了となった。現在も血栓症・卵巣
癌ともに再発なく経過している。
【症例２】36歳，G1P0，157cm，49.3kg（BMI 20.0），
血栓症の既往なし。32歳で挙児希望し産婦人科を受診
した際，右卵巣に４cmの子宮内膜症性嚢胞を指摘され
た。手術を勧められるも本人の強い希望で不妊治療を先
行する方針となった。34歳からは当院で不妊治療を継続
した。治療中，右卵巣所見に変化はなく，36歳で体外
受精・胚移植にて妊娠した。妊娠判明後から右卵巣腫
瘍は増大し，妊娠６週には腫瘍径７cmとなり，腫瘍内
部には壁在結節を認めた。しかし，妊娠するまでの４年
間は所見変化が見られなかったことから，これらの所
見について妊娠による変化を疑った。一方で，悪性腫
瘍の可能性も否定しきれないため，器官形成期終了後
の妊娠15週にMRI検査を予定した。以降，妊娠12週まで
は卵巣腫瘍の所見に大きな変化を認めなかったため，
予定通り妊娠15週にMRI検査を実施した。その結果，充
実部を伴う10cmの右卵巣腫瘍を確認，卵巣癌が疑われ
た（図２）。腫瘍の一部は外向性に発育しており，左卵
巣にも２cmの腫瘍を認めた。妊娠16週で病状説明を行
い，妊娠17週に右付属器摘出術の方針となった。しかし
手術の際，腹腔内は増大した妊娠子宮と播種病変で占拠
され，広範囲に癒着を認めた。肉眼的に悪性腫瘍が強く

図１　症例１　妊娠10週　骨盤部MRI（T2強調矢状断像）
妊娠子宮の上方に充実部を多数伴う18cmの右卵巣腫瘍を認めた。

図２　症例２　妊娠15週　骨盤部MRI（T2強調矢状断像）
充実部を多数伴う10cmの右卵巣腫瘍を認めた。
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疑われたが付属器摘出は困難であり，両側卵巣腫瘍と播
種病変の生検のみ実施となった。術後は血栓予防策とし
て弾性ストッキングと間欠的空気圧迫装置の着用に加
え，エノキサパリンナトリウムの投与を行った。腫瘍
マーカーはCA125 1193U/�ml，CA19-9 8548U/�mlと著明
な上昇を認め，最終病理組織診断は卵巣明細胞癌ⅢC期
（T3cNXM0）であった。妊娠継続を希望したため，化
学療法を開始の上，妊娠28週に分娩し，卵巣癌治療に専
念する方針とした。悪性腫瘍合併妊娠であり，症例１の
経過から本症例も血栓症のハイリスクと考え，無症状で
はあったが血栓症のスクリーニングとしてD-dimerを測
定し，23.4�μ�g/�mlと高値であったため下肢静脈超音波検
査と心臓超音波検査を行った。右膝下静脈〜右下腿静脈
の血栓と肺動脈圧の上昇を認め，胸部造影CTでは両側
の肺塞栓を認めた。同日よりヘパリンナトリウムで血栓
症治療を行い，血栓症と肺高血圧は改善した。また卵巣
癌に対しTC療法（パクリタキセル175mg/�m2，カルボプ
ラチンAUC6）を開始した。妊娠24週に強い腰背部痛が
出現し，疼痛コントロールが困難となった。MRIで右卵
巣腫瘍は23cm大，左卵巣腫瘍は12cm大と顕著に増大し
ており，上腹部まで播種性病変が広がっていた（図３）。
これ以上の妊娠継続は困難と判断し，胎児肺成熟目的に
ベタメタゾンを投与の上，妊娠25週で帝王切開術を行っ
た。子宮は増大した腫瘍と広範囲な癒着で子宮切開部以
外は観察できず，腫瘍減量術は実施できなかった。児は
出生体重698g（-1.0SD）の女児でApgar score １分値６
点，５分値10点であった。術後，血栓予防策として弾性
ストッキングおよび間欠的空気圧迫装置の着用とエノキ
サパリンナトリウム投与を行った。また血栓症治療とし
てリバーロキサバン内服を予定したが，母乳への影響が

否定できなかったため，術後３日目からヘパリンナトリ
ウムの投与を再開し，術後２週間の化学療法再開に伴
い，断乳の上リバーロキサバン15mg内服に変更した。
術後１ヶ月で右下腿浮腫が出現し，右外腸骨静脈〜総大
腿静脈に新規血栓を認めたため，リバーロキサバンを一
時的に30mgに増量し，血栓の器質化が確認された。以
降は，リバーロキサバン15mg内服を継続しながら化学
療法を継続中である。

考　　　案

　卵巣癌合併妊娠中に血栓症を発症した２例を経験し
た。悪性腫瘍合併妊娠では癌やその治療，またこれらが
胎児へ及ぼす影響，妊娠継続の可否，妊孕性の温存，患
者の精神的ケア，など多岐にわたる問題が数多く報告さ
れている�２）３）６）。しかし，悪性腫瘍合併妊娠における
血栓症についての報告は非常に少ない�７）。
　悪性腫瘍が存在すると，癌細胞表面の組織因子による
血液凝固能亢進やサイトカインによる内皮障害から血栓
が形成されやすいことが知られている�４）。また妊娠も血
液凝固能の亢進・線溶能の低下・血小板の活性化，女
性ホルモンの静脈平滑筋弛緩作用，妊娠子宮による腸
骨静脈・下大静脈の圧迫などにより血栓症リスクを高め
る�５）。つまり悪性腫瘍合併妊娠は血栓症について，癌と
妊娠の両方のリスクを有し，より一層注意が必要な状態
と言える。産婦人科診療ガイドライン2020産科編では妊
婦における悪性腫瘍の存在は中間リスクに該当し，妊娠
中の抗凝固療法の検討と手術後の抗凝固療法の必要性が
記されている８）。
　しかし，悪性腫瘍合併妊娠がすべて血栓症を来すわけ
ではない。我々は今回の２例が血栓症を発症した要因を
２点考えた。まず２例とも卵巣癌という点が挙げられ
る。悪性腫瘍に合併する血栓症は原発巣によりリスクが
異なることが報告されており，特に卵巣癌は血栓症リス
クが高いとされる９）。これは卵巣癌による組織因子やム
チンなど凝固活性化因子の分泌や，骨盤内の巨大腫瘍や
多量の腹水貯留による静脈圧排が環流を妨げやすいこと
などが原因とされる10）。妊婦は血栓症のリスクを複数有
するが，卵巣癌のこれら特徴はそのリスクをさらに増大
させる。また，血栓症を来しやすい癌として膵臓癌や脳
腫瘍なども知られている９）。これらを合併する場合も通
常より血栓症に留意した管理が望ましいと思われる。
　そしてもう１点，いずれも明細胞癌だったことも要因
と思われる。卵巣明細胞癌は組織因子の発現が他の組織
型より強いため，血栓症を生じやすいとされる11）。癌の
組織型も血栓症の管理方針の検討材料になり得ると考え
られた。
　今回の経験を踏まえ，当院で2015年から2021年に診療
した悪性腫瘍合併妊娠21例を確認したが，血栓症を発症

図３　症例２　妊娠24週　骨盤部MRI（T2強調冠状断像）
右卵巣23cm，左卵巣12cmと腫瘍は著明に増大し，多房性に上腹
部まで及んでいた。
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したのは今回の卵巣明細胞癌２例のみであった（図４）。
卵巣癌で血栓症を発症しなかった１例は類内膜癌であっ
た。卵巣明細胞癌は悪性腫瘍合併妊娠の中でも血栓症に
より注意が必要な癌だと改めて認識した。
　なお，症例１については，悪性腫瘍合併妊娠と考えら
れた妊娠13週の時点で血栓症のハイリスク症例と判断
し，術後の血栓予防策に抗凝固療法を追加する，あるい
は，血栓症スクリーニングを行うなどしていれば，脳梗
塞を防ぎえた可能性はある。症例２は症例１の反省を活
かし，悪性腫瘍合併妊娠と診断された時点で血栓症スク
リーニングを行った結果，無症状で肺塞栓という重篤な
合併症を検出できた。
　これらの経験を踏まえ，悪性腫瘍合併妊娠の血栓予防
策を当科で改めて検討した。まず，悪性腫瘍合併妊娠と
診断された後は定期的にD-dimerの測定と下肢静脈超音
波検査を行い，血栓症の評価を行う。D-dimerはフィブ
リンの分解産物で血栓症の検査に頻用されるが，妊婦で
は妊娠週数とともに上昇し，ばらつきも大きいため，
スクリーニングには不十分との意見もある12）。しかし，
D-dimerの上昇は凝固能の亢進が示唆され，抗凝固療法
が検討される状態でもある。そこで，D-dimerの測定と
下肢静脈超音波検査の両方を定期的に行い，いずれかで
血栓症が疑われる場合は妊娠中の予防的抗凝固療法を行
う。なお，腫瘍を確認してから癌の診断まで時間を要す
るが，その間も凝固能亢進状態は存在するため，悪性腫
瘍合併妊娠が疑われた段階で血栓症スクリーニングを開
始することがより安全であると考える。また，癌の種類
や組織型から血栓症リスクがより高い悪性腫瘍を合併す
る場合は，D-dimerや下肢静脈超音波検査の結果によら
ず，妊娠中の予防的抗凝固療法を実施する。これらの方
針については今後の症例についても検討を重ね，有効性
を検証したい。

結　　　語

　悪性腫瘍合併妊娠で血栓症を発症した２例を経験し
た。２例とも卵巣明細胞癌であり，血栓症リスクがより
高い癌であったことも血栓症発症の一因であった可能性
がある。悪性腫瘍合併妊娠では，癌の治療や母児の周産
期管理のみならず，血栓予防策についても十分な留意が
求められる。
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小児の卵管捻転に対する腹腔鏡下手術の一例
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A case of fallopian tube torsion in a child

Saaya Shiota・Akiko Ueno・Shinya Wakatsuki・Takaomi Nanba・Ayaka Nakazawa
Satomi Morita・Takafumi Watanabe・Fumie Kawase・Sachio Matsushima
Yorito Yamamoto・Junko Komatsu・Susumu Minami・Kazutoshi Hayashi
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【緒言】婦人科急性腹症の原因の一つとして，卵管が単独で捻転する卵管捻転は約150万人に１人と稀な疾患である。性成熟
期の女性に多く，思春期の女児の発症は更に稀である。今回，卵巣腫瘍茎捻転を疑い腹腔鏡下手術を施行し，卵管捻転と診
断した小児症例を経験したので報告する。【症例提示】11歳女児，５日前から下腹部痛が出現，疼痛増強し近医受診し，精査
加療目的に当院小児科紹介となった。CT検査で６cm大の骨盤内腫瘍を認め，卵巣腫瘍茎捻転が疑われ当科紹介となった。同
日緊急腹腔鏡下手術を行い，右卵管の720度の捻転を認め，右卵管摘出術を行った。【考案】小児外科と合同で手術を行い，
使用するカメラとトロッカーを減径するなど小児患者への配慮を行った。本症例は月経中で発症したことを考慮すると，先
天的な卵管狭窄があり，そこに月経血の逆流による卵管留血腫に至り，捻転を起こした可能性などを推察した。【結語】卵管
捻転は稀な疾患であるが，若年の腹痛は，月経中の腹痛患者への鑑別に挙げるべき疾患と思われた。小児での捻転症例は緊
急度が高いため，小児手術の特異点を共有することは重要と考えられる。本症例は小児外科と協力して細径カメラポートな
ど小児特有の手術管理を行うことができた。

Isolated fallopian tube torsion is a rare condition. Here, we report a case of fallopian torsion in an 11-year-old 
girl who presented with abdominal pain. Computed tomography revealed suspected torsion of the adnexal 
tumor. Exploratory laparoscopy revealed torsion of the fallopian tube. Based on age, the patient was specially 
considered by reducing the diameters of the cameras and trocars used. Considering that this case occurred 
during menstruation, it was speculated that there was congenital stenosis of the fallopian tubes, and backflow 
of menstrual blood led to a hematoma in the fallopian tubes, causing the torsion. 
Although rare, fallopian tube torsion should be considered in young patients with acute abdominal pain, 
particularly during menstruation. As torsion cases in children are urgent, it is essential to share the 
singularities of pediatric surgery. In this case, cooperating with a pediatric surgeon, we performed surgical 
management unique to children, such as a small camera port. 

キーワード：卵管捻転，腹腔鏡，小児外科
Key words：�fallopian tube torsion，laparoscopic surgery，pediatric surgery

緒　　　言

　婦人科急性腹症の原因として，卵管が単独で捻転する
卵管捻転は約150万人に１例と稀な疾患である１）。性成
熟期の女性に多く，思春期の女児の発症は更に稀であ
る２）。
　今回，我々は卵巣腫瘍茎捻転を疑い腹腔鏡下手術を施
行したが，結果的に卵管捻転と診断した小児症例を経験
したので報告する。また，小児外科と合同で手術を行
い，小児患者への配慮を行い，デバイス選択や入院管理
を行ったので，併せて報告する。

症　　　例

年齢：11歳
月経歴：初経11歳　初経から９ヶ月　月経５日目
既往歴および家族歴：特記事項なし
現病歴：５日前から下腹部痛が出現し，同日月経開始と
なった。本人や家族は，月経困難症状として様子を見て
いたが，４日後疼痛増強し，食欲低下を起こし経口摂取
困難となったため近医受診された。急性腹症を疑われ，
精査加療目的に当院小児科紹介となった。同日の腹部
CTで６cm大の骨盤内腫瘍を認めたため，小児外科を経
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由し，当科紹介となった。
来院時身体所見：体温37.0℃，血圧107/63mmHg，脈拍
118bpm，身長147cm，体重38.4kg，BMI17.8kg/m2

診察所見：下腹部右側に限局した圧痛あり，反跳痛なし。
〈他科で既存の検査結果〉
血液検査所見：白血球数13480/μl（好中球81.8％），�
ヘモグロビン12.9g/dl，血小板数23.4万/μl，CRP7.26mg/dl，�
腫瘍マーカーCEA0.7ng/ml，AFP1.5ng/ml，CA19-9 
4.4U/ml
腹部造影CT検査（図１）：子宮右側に60mm大の軽度壁
肥厚のある球状の嚢胞を認め，造影効果は認めなかっ
た。
〈当科で新規に施行した検査〉
経腹超音波検査（図２）：子宮右側に60mm大の軽度壁
肥厚のある単房性嚢胞を認めた。子宮は正常大であり，
腹水は明らかではなかった。
入院後経過：右卵巣腫瘍茎捻転の診断となり，緊急手術

の方針となった。小児外科と合同で手術を行った。
手術所見：臍下端からオープン法で５mmのカメラト
ロッカー（Kii optical medical system：Applied medical 
Japan株式会社）を挿入し，下腹部に左右・中央に
５mmトロッカーを挿入するダイヤモンド式４孔式で腹
腔鏡手術を行った。腹腔内を観察すると，子宮の右側に
暗赤色に腫大した嚢胞を認めた。嚢胞とは別に正常な右
卵巣を認め，腫瘍は右卵管留血腫であった。卵管峡部
２cm以遠のみ腫大しており，卵管峡部から末梢側が反
時計回りに約２回転捻転していた（図３）。捻転を解除
したが色調の回復はなく（図４），卵管温存は困難と判
断し右卵管切除術を施行した。捻転部位より子宮側の卵
管の色調は正常であることを確認し，右卵管を全て摘出
した。左付属器，子宮は正常所見であった。摘出標本は
EZパース（八光）を使用し，臍創部から体外へ搬出し
た。手術時間は１時間23分，術中出血量は少量であっ
た。

図１　術前CT

図３　術中所見　捻転所見

図４　術中所見　卵管切除

図２　経腹超音波所見
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病理診断（図５）：hemorrhagic necrosis，捻転におけ
る循環障害による壊死あり。卵管上皮に明らかな異型は
なく，悪性所見を認めなかった。
　術後症状は軽快し，術後２日目退院とした。外来経過
は良好で術後25日目に当科終診となった。

考　　　案

〈卵管捻転について〉
　急性腹症において，付属器捻転は迅速な診断，治療を
必要とする疾患である。卵巣が腫大し，卵巣固有靱帯を
軸として捻転し，卵巣・卵管ともに捻転する場合は少な
くないが，卵巣は捻転せず卵管のみが捻転を来す卵管単
独捻転は，150万人に１例程度との報告があり１），稀な
疾患である。性成熟期の女性に多いとされ２），小児例は
その中でも稀である。
　卵管は本来卵管間膜に固定され捻転しにくい構造だ
が，卵管捻転はS状結腸が骨盤腔の左側にあることか
ら，骨盤腔の右側がより可動域が広いために右側に多い
との報告がある３）。卵管捻転の発症機序としては，卵管
留水腫，卵管腫瘍，卵管の湾曲や延長，卵管蠕動運動の
失調などの卵管自体に原因がある内的要因と，卵巣腫
瘍，妊娠などの子宮の増大，骨盤外傷，腸管運動など卵
管外に原因がある外的要因に分類される４）。今回は小児
症例であり，性感染症による骨盤内感染など後天的な要
因は考えにくく，先天的な卵管の異常が疑われた。
　卵管捻転の画像診断は，腹部CT検査，骨盤部MRI検
査，超音波検査などが行われる。正常卵巣とは別に骨盤
内に拡張した管状構造を認め，その両端が収束しねじ
れていくwhirlpool signなどが卵管捻転を疑う所見とし
て挙げられる５）６）７）。今回は明らかな管腔構造を認め
ず，嚢胞所見のみであったため，術前の診断には至らな
かった。
　卵管捻転の治療として，若年症例では，卵管の機能温
存の重要性が高く，捻転解除によって卵管腫大が解消さ

れ，卵管温存が可能となった症例も報告されている８）。
今回我々も捻転解除に伴う合併症としての血栓症に留意
しながら，まず捻転解除を試みたが，うっ血の範囲が広
汎であり，⾊調が回復しないことを確認し，変性壊死し
た組織の通過性は以後得られないと判断した。また，病
巣卵管を残すことで，将来再度捻転し，付属器捻転とな
り，結果的に卵巣機能が低下するリスクを懸念し，最終
的には卵管切除とした。後日病理学的な診断においても
血栓は指摘されなかったため，捻転解除は安全に遂行さ
れたと推察した。
　温存した場合は，再発のリスクもあり，卵管水腫を温
存することで，結果的に妊孕性を低下させる可能性もあ
る。卵管温存が機能の温存に貢献しないと判断される場
合は切除も妥当であると考えられ，本症例でも黒い色調
により壊死と考え切除に至った。尚且つ，将来，対側に
同様の卵管捻転が起こる可能性についても考慮する必要
があり，手術時に対側の卵巣・卵管についても観察を
行ったが，明らかな異常は指摘できなかった。

〈月経と卵管腫大の関連について〉 
　卵管内の血液のうっ滞が生じる時期は，排卵期から月
経期に発症頻度が高いと報告されており９），本症例も，
月経中の発症であった。我々は，本症例の病因として，
術中所見で見られたように，捻転部位より子宮側の卵管
の色調は正常であることを確認しており，先天的に卵管
峡部２cm以遠に卵管狭窄があり，月経血の逆流による
卵管留血腫に至り，捻転を起こした可能性を推察した。

〈小児患者特有の問題点や小児の腹腔鏡手術，周術期管
理について〉
　小児患者では一般的に，自分で腹痛の病状を詳細に語
ることが難しい。本症例では，初経後間もないこともあ
り，本人や家人が月経困難症状として経過観察をし，受
診時には腹痛増強から36時間以上経過し，早期の手術介
入が難しく，結果的に卵管の温存に至らなかった。これ
までと異なる月経痛に対しては，医療者も月経以外の腹
痛原因を鑑別疾患に挙げることが肝要である。
　小児症例では一般的に単孔式腹腔鏡手術（以下
TANKO）による手術例も多い。TANKOの利点として
は，傷が最終的に一ヶ所となり，整容的に目立ちにくい
ことや検体の回収が容易であることが挙げられる10）。短
所としては，TANKO手術は，日常臨床で行っていない
と手術操作が難しく，また患者の術後疼痛は創部が大き
いため一時的には強いことである。多孔式の腹腔鏡手術
で使用するトロッカー径は，TANKOと比較し，より小
さいため，術後の創部痛の軽減につながる。初経を迎え
た小児患者であれば，体格も成人に近く，腹部へ多孔の
トロッカーを配置することも可能であり，婦人科医が習

図５　摘出標本　ホルマリン固定後
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熟した４ポートのダイヤモンド配置での手術を行うこと
は，安全面からも妥当である。小児外科医師の指示で，
普段使用しない５mmのカメラトロッカー（Kii optical 
medical system）を使用した。カメラも５mmの硬性鏡
に減径したため，通常用いる12mmの硬性鏡に比べる
と，術中体温により曇りやすさはあったが，適宜曇り止
めを追加したり，カメラの先端を温水で保温すること
で，操作を継続することが可能であった。入院中の主科
は当科であったが，小児病棟に入院となった。術後の疼
痛薬の量の指定や食事内容は小児外科医師が指示入力を
行った。本症例は比較的体格も成人に近かったが，それ
でも，小児患者の周術期管理については，専門家である
小児外科や小児科と行うことが肝要と考えた。

結　　　語

　今回，術前診断に至らなかった小児の卵管捻転を経験
した。稀ではあるが，年齢によらず，卵管捻転は女性の
急性腹症の鑑別疾患として挙げるべき疾患である。また
小児患者の腹腔鏡手術には，小児科や小児外科医師と連
携した特別な配慮が必要である。
（本症例の要旨は第62回日本産科婦人科内視鏡学会学術
講演会において発表した。）

利益相反について
　今回の論文に関して，開示すべき利益相反状態はあり
ません。
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巨大子宮筋腫を伴う子宮捻転が閉塞性大腸炎を生じた一例
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Obstructive colitis secondary to uterine torsion with a large uterine myoma

Yusaku Terai・Ami Hashimoto・Ayaka Saeki・Satoru Makio・Ryosuke Kuroda・Rie Hara
Tomoki Nishimura・Yu Tanaka・Takuma Ito・Hikaru Kiyokawa・Tomoyuki Kusumoto

Ken Fukuhara・Takashi Nakahori・Masaaki Hasegawa・Tetsuro Honda

Department of Obstetrics and Gynecology, Kurashiki Central Hospital

子宮捻転から閉塞性大腸炎が生じた一例を報告する。我々の知る範囲で，国内外ともに初の報告である。57歳未婚女性で，
家族歴と既往歴に特記事項なし，結婚歴なし，妊娠歴なし，50歳頃閉経，子宮頸癌検診受診歴なし。自宅で倒れているのを
家族が見つけて救急搬送された。CT検査で17cmの子宮筋腫・子宮捻転・肺塞栓と診断された。集中治療後に子宮腟上部切
断術を施行した。手術直前に大量の下血が認められ造影CT検査でS状結腸からの出血が認められ，下部消化管内視鏡検査で
S状結腸に広範囲の潰瘍が認められた。潰瘍が広範囲のため内視鏡的止血は困難と判断された。術中に子宮捻転が確認され，
子宮頸部とS状結腸の癒着によって生じたS状結腸高度狭窄が認められた。術後４日目に再度大量下血が認められ，同日緊急
でハルトマン手術を施行した。臨床経過と病理所見から閉塞性大腸炎と診断された。子宮捻転は稀な疾患であるが，欧米で
は妊娠中に生じることが多いと言われている。一方近年国内では巨大筋腫による子宮捻転報告例が増えており，2013年から
2022年までの和文子宮捻転報告は26文献27症例で，18例（67%）が非妊娠時の大きな子宮筋腫を伴うものであった。子宮捻転
は従来極めて稀な疾患と言われていたが，臨床医が念頭に置くべき疾患の一つであることが示唆された。 

We report a case of obstructive colitis secondary to uterine torsion. To our knowledge, this is the first 
report that describes this condition. A 57-year-old woman without a relevant medical history presented to 
our hospital in a state of shock. She denied undergoing uterine cancer screening, and computed tomography 
performed at our hospital revealed a uterine myoma (17cm), uterine torsion, and pulmonary embolism. After 
treatment in the intensive care unit, she underwent supravaginal hysterectomy. In the immediate preoperative 
period, she had a large volume of melena, and lower gastrointestinal endoscopy showed diffuse ulceration 
of the sigmoid colon. Intraoperatively, we detected uterine torsion and severe stenosis of the sigmoid colon 
secondary to adhesions between the uterine cervix and sigmoid colon. She had recurrence of a large volume 
of melena 4 days postoperatively, and we performed an emergency Hartmann operation. We diagnosed the 
patient with obstructive colitis based on the clinical course and histopathological evaluation of the resected 
colon. Uterine torsion is rare, and most cases reported in Western countries have occurred during pregnancy. 
Among studies in the Japanese literature that have reported uterine torsion between 2013 and 2022, 18 (67%) 
of 27 cases occurred in non-pregnant women with large myomas. 

キーワード：子宮捻転，子宮筋腫，閉塞性大腸炎
Key words：uterine torsion, uterine myoma, obstructive colitis

緒　　　言

　子宮捻転は稀な疾患で，子宮の長軸に沿って45度以上
回転したものと定義される１−３）。妊娠あるいは子宮筋腫
による子宮体部の増大，卵巣腫瘍，子宮奇形，加齢に伴
う子宮支持組織の脆弱化などが疾患の原因となることが
多い。症状は，無症状や腹部膨満感といった軽症のもの
から，急性腹症あるいは妊娠時にはnon-reassuring fetal 
statusを示すなど重症のものまで様々で，定型的症状は

ないとされている１−３）。
　一方，閉塞性大腸炎（obstructive colitis）とは，大腸
癌や種々の疾患によってもたらされた大腸の閉塞あるい
は高度狭窄が生じた部位よりも口側腸管に発生した粘膜
びらん，粘膜内出血，粘膜壊死，潰瘍などの非特異的炎
症の総称である４−６）。Necrotizing colitis，宿便性潰瘍
と呼ばれることもある。症状は，下血，腹痛，嘔気・嘔
吐など非特異的であるが，ときに腸穿孔など重篤な症状
を示すこともある。
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　今回，子宮捻転により閉塞性大腸炎を生じ，S状結腸
潰瘍が生じたと考えられる症例を経験したので報告す
る。英文和文で検索した範囲では初の報告である。また
欧米では子宮捻転は妊娠中に起こる症例が多いと言われ
ているが１−３），近年日本では子宮筋腫を伴う子宮捻転が
増加しているようでありこれについても考察した。

症　　　例

　57歳女性。家族歴，既往歴に特記事項なし。妊娠歴な
し，結婚歴なし，産婦人科受診歴なし。50歳頃に閉経。
現病歴：母親と二人暮らしであったが，主に自室で生活
し食事も別々であった。受診１週間前より食事摂取量と
活動量が低下し，欠勤していた。自室で倒れているとこ
ろを母親が発見し，当院に緊急搬送された。
初診時所見：収縮期血圧：60mmHg，心拍数：90−100 �/分，

SpO2：100%（酸素投与下），呼吸数：30 /分，GCS：
E3V2M5であった。腹部が著明に膨満していた。採血で
は，Hb 4.4g/dLと高度貧血が認められた。腹部膨満が見
られたこともあり全身CT検査を撮影したところ，肺塞
栓症，深部静脈血栓症，長径17cmの腹部腫瘍（図１Ａ）
が認められた。腹部腫瘍と血栓症の初期診断のもと，
ICUに収容されて気管内挿管，貧血に対する輸血，血栓
に対する抗凝固療法など全身管理が行われた。腹部腫瘍
について産婦人科医に診察依頼があった。ベッド上で限
られた診察しかできなかったが，腫瘍は軟らかく，卵巣
腫瘍もしくは子宮腫瘍と考えられた。
入院後経過：翌日の放射線科読影にて，腫瘤性病変内部
に筋腫を思わす球形腫瘤と子宮内膜を思わす歪な吸収域
があり，この病変と子宮頸部との間に渦巻き状の高吸収
域を認めることから，巨大筋腫を伴う子宮捻転を指摘さ

図１　入院時CT画像
Ａはオリジナル写真で，Ｂは解説を加えたものである。子宮頸部で捻転が認められる。

図２　術前MRI画像
矢状面T2強調像である。矢印の示す子宮頸部で捻転が認められる。
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れた（図１Ｂ）。ICUでの治療で全身状態が改善したこ
とから入院４日目に一般病棟に転床し，食事を再開し
た。入院８日目に行われたMRI検査で，長径約17cm大
の子宮筋腫があり，子宮は頸部で捩れ，子宮捻転と診断
された（図２）。
　巨大子宮筋腫に伴う血栓症と診断されたことから準緊
急で子宮摘出術の方針とした。血栓症治療中であり長時
間手術は避けたいと考え，腹腔鏡下ではなく開腹子宮摘
出術の方針とした。手術当日の入院９日目に突如下血を
認めた。緊急造影CT検査でS状結腸に活動性の出血を認
め，出血部位の肛門側が狭窄し，腸管の拡張や便貯留を
認め，腸閉塞に陥っていた。緊急で実施した下部消化管

内視鏡検査にて潰瘍性病変を指摘されたが，出血部位が
広範囲であり下部消化管内視鏡検査での止血は困難と判
断された。子宮摘出術の方針は変更せず，子宮摘出を行
うと同時に腸管の状態を確認し，異常があれば腸管合併
切除を実施する方針とした。
　開腹時，子宮は赤黒く変色しており，捻転による血流
障害と考えられる状態であった。子宮頸部は大きく引き
伸ばされ，時計回りに540度捻転していた（図３）。子宮
とS状結腸は一部が癒着していた。捻転を解除し，腹式
子宮腟上部切除術と両側付属器切除術を施行した。腸管
と子宮の癒着を認めたが，インドシアニングリーン試験
で結腸血流は良好であったため，腸管切除は実施しな
かった。病理組織診断で，摘出した子宮腫瘍部は平滑筋
腫で，捻転によって広範に鬱血，変性，壊死が認められ
た。
　子宮摘出後２日目に大量の排便と凝血塊の排泄を認め
たが，貯留していた腸管内容物が排泄されたと判断し，
経過観察とした。術後４日目に大量の下血が再度認めら
れ，収縮期血圧 60mmHg未満の出血性ショックに陥っ
た。輸液と輸血でバイタルサインが改善した後，緊急で
下部消化管内視鏡検査を実施した。前回と同部位に潰瘍
性病変を認め，緊急でハルトマン手術（結腸切除と人工
肛門造設）を実施した。切除されたS状結腸内腔には，
150mm長の領域で全周性潰瘍がみられた。組織学的に
は，腺上皮が広範囲に消失していた（図４）。
　その後の経過は良好で，子宮摘出後20日目（入院31日
目）にリハビリ病院へ転院した。肺塞栓症や深部静脈血
栓症に対しては当院循環器内科で抗凝固療法を実施し，
３カ月後のCT検査で血栓の消失が確認された。現在術
後約９カ月で容態は安定しており，人工肛門閉鎖術を計
画中である。図３　子宮摘出術の術中写真

癒着していたS状結腸を剥離した後に撮影され
た。子宮頸部で捻転が認められる。

図４　摘出されたS状結腸の病理
左は肉眼所見，右は顕微鏡所見である。左下図の点で囲んだ広い範囲に潰瘍が認められる。
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考　　　案

　今回我々は巨大子宮筋腫を伴う子宮捻転，それによる
静脈血栓症と閉塞性大腸炎が生じたと考えられた一例を
報告した。
　閉塞性大腸炎の定義は緒言に述べた通りである４−６）。
病態については大腸の閉塞により閉塞部口側の腸管内圧
が上昇し，大腸粘膜が虚血状態となった結果，炎症や
潰瘍が惹起されると考えられている。これは，結腸粘
膜側の血流は結腸漿膜面の腸管血流と比較し，わずか 
10mmHgの内圧上昇で虚血に陥ってしまうほど腸管内圧
上昇に弱いという特徴があるからである。その他，血行
障害による腸管壁の攣縮，腸閉塞による便の停滞による
腸内細菌感染，動脈硬化などの血管障害に伴う虚血の増
悪などが成因と考えられている４−６）。診断基準として， 
『①癌などによる大腸の閉塞がある。②炎症性および潰
瘍性病変は閉塞部位の口側腸管に限局して存在する。
③閉塞部位の肛門側腸管粘膜は，肉眼的・組織学的に正
常である。④癌部などの閉塞部位と潰瘍性病変の間には
正常粘膜が介在し，組織学的に明確な境界を有する。
⑤潰瘍性大腸炎，クローン病，アメーバ赤痢などの炎症
性腸疾患の既往歴がない。⑥閉塞部位の除去により閉塞
性腸炎の再発が生じない。』があり，本症例はすべてを
満たしている。
　本症例の経過を考察する。まず，捻転による子宮の血

流障害で壊死や炎症が引き起こされ，術中所見のとおり
子宮頸部とS状結腸が癒着した。この癒着によってS状
結腸が高度狭窄し，閉塞性大腸炎を発症した。次に，
ICU治療後に食事を再開したことで腸管内圧が上昇し，
閉塞性大腸炎と潰瘍が増悪，子宮摘出術の直前に下血を
引き起こした。最後に，子宮摘出術によってS状結腸の
狭窄は改善するも，物理的圧迫の解除や貯留していた便
塊・ガスの排泄によって潰瘍部から再度大量出血が生じ
た（図５Ａ−Ｃ）。以上が子宮捻転によって閉塞性大腸
炎を生じ，S状結腸潰瘍出血に至った本症例の病態と考
えられる。搬送１週間前から食事摂取量が低下していた
ため，初診時CT検査でS状結腸の狭窄や腸管拡張所見は
目立っていなかった。しかしながら，ICU治療後の食事
再開は慎重に行うべきであった可能性がある。
　子宮捻転は，欧米では妊娠中の症例が多い１−３）。実際
に我々がPubMedで“uterine torsion”とキーワード検
索すると2013年から2022年の10年間で33文献33症例の抄
録があり，日本からの報告を除いた31例中22例（71%）
が妊娠中の子宮捻転で９例（29%）が非妊娠中の子宮捻
転であった。ところが2013年から2022年の10年間で医中
誌を用いて和文報告に限定して「子宮捻転」を検索した
結果，26文献27症例があり，27例中18例（67％）が非妊
娠中の子宮筋腫による子宮捻転であった７−32）。この18例
の年齢は平均値で62.5歳，中央値で65歳と閉経後症例が
過半数であった。また，筋腫の大きさが記載されている

図５　本症例で子宮捻転から閉塞性大腸炎を生じた経過の説明図
Ａ：子宮摘出術中所見。Ｂ：食事再開後に閉塞性大腸炎が悪化したと
思われるシェーマ。Ｃ：子宮摘出後のシェーマ。



2023年 71巨大子宮筋腫を伴う子宮捻転が閉塞性大腸炎を生じた一例

14症例の筋腫最大径の平均値は18.1cm，中央値は19.5cm
であった。海外では子宮捻転が妊婦に多いのに比べて日
本では閉経後の子宮筋腫を伴う症例報告が多いことにつ
いて，原因は明確にはできないが，１つの背景として子
宮頸癌受診率が日本では欧米に比べて低く，大きな子宮
筋腫があることを本人が知らないことが可能性としてあ
げられる。その他にも日本は海外と比較してCT検査や
MRI検査の敷居が低く，非妊娠時の子宮捻転が術前画像
検査で診断されて症例報告になりやすいという可能性が
あるがどちらも推測の域を出ない。
　子宮捻転は稀であると記述されているが，和文報告が
10年間に27例があることから「稀な疾患」とはもはや言
えないと思われる。我々産婦人科臨床医は，子宮筋腫に
よる子宮捻転が増加しつつあることを日々の臨床で念頭
に置く必要があると思われる。
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蛍光尿管カテーテルとOverlay蛍光イメージングを併用した 
全腹腔鏡下子宮摘出術の１例

山本　康嗣１）・東　幸弘１）・中嶋　真大１）・松本　芽生１）
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A case of total laparoscopic hysterectomy with the combination of fluorescent ureteral 
catheters and overlay fluorescence imaging

Koji Yamamoto １）・Yukihiro Azuma １）・Masahiro Nakashima １）・Mei Matsumoto １） 
Masayo Okawa １）・Kohei Hikino １）・Yuki Iida １）・Hiroki Nagata １）・Ikumi Wada １） 

Mayumi Sawada １）・Kana Suou ２）・Fuminori Taniguchi １）

１）Department of Obstetrics and Gynecology, Tottori University Faculty of Medicine
２）Division of Obstetrics and Gynecology, Tottori Prefectural Kousei Hospital

全腹腔鏡下子宮摘出術（Total laparoscopic hysterectomy: TLH）は，開腹手術と比べ尿管損傷のリスクが高いことに留意し
なければならない。尿管損傷を回避する手段として尿管カテーテル留置の有用性が示唆されているが，癒着などで視野の制
限がある状況では十分な効果を得られない。蛍光尿管カテーテルは，近赤外線カメラの観察下でカテーテル自体が発光する
ため，従来の方法よりも尿管同定が容易となる。さらに，Overlay蛍光イメージング（Overlay機能）を併用することで，フ
ルカラー画像上に蛍光発色した尿管を確認することが可能となる。高難度TLH症例において，蛍光尿管カテーテルとOverlay
機能の併用が有用であった経験を報告する。
症例は，45歳女性，過多月経を主訴とし，最大で長径約８ cmの多発する子宮筋腫を認め，手術療法を希望した。CTウログ
ラフィーで，左重複尿管がみられた。腹膜炎の既往による腹腔内の癒着が予想されたため，術中に蛍光尿管カテーテルを留
置しTLHを行う方針とした。腹腔内には広範囲の癒着がみられたが，Overlay機能を用いた観察により，蛍光発色した尿管を
常にフルカラー画像上で認識しながら安全にTLHを完遂することができた。
尿管損傷が懸念される高難度の腹腔鏡下手術において，蛍光尿管カテーテルとOverlay機能の併用は有用な手段であった。

Total laparoscopic hysterectomy (TLH) is a common minimally invasive surgery; however, surgeons must 
consider that the risk of ureteral injury is higher in TLH than in laparotomy. Ureteral catheters effectively 
avoid ureteral injury but are inadequate in cases with severe adhesions because of poor visibility. Fluorescent 
ureteral catheters enable easy identification using near-infrared cameras. Moreover, luminous ureteral 
catheters can be recognized on a full-color screen monitor using overlay fluorescence imaging (overlay 
function). We combined fluorescent ureteral catheters and an overlay function in a patient who underwent 
TLH with a high degree of difficulty.
A 45-year-old woman complained of hypermenorrhea due to multiple uterine fibroids that required surgical 
treatment. Since severe intraperitoneal adhesions and a left double ureter were diagnosed preoperatively, we 
used fluorescent ureteral catheters to ensure a safe operation. Intraoperatively, we continuously identified two 
fluorescent ureteral catheters in the left double ureter with the overlay function.

キーワード：全腹腔鏡下子宮摘出術，蛍光尿管カテーテル，Overlay蛍光イメージング，重複尿管
Key words：�total laparoscopic hysterectomy, fluorescent ureteral catheter, overlay fluorescence imaging, 

double ureter

緒　　　言

　 全 腹 腔 鏡 下 子 宮 摘 出 術（T o t a l l a p a r o s c o p i c 
hysterectomy: TLH）は，主に子宮筋腫などの良性疾患
に対して行われる低侵襲術式の一つである。術後疼痛の

軽減や入院期間の短縮など享受される利益が大きいこと
から近年手術件数が増加しているが，腹式子宮全摘出術
（Total abdominal hysterectomy: TAH）と比べ，尿管
損傷のリスクが高いことに留意しなければならない�１）。
尿管損傷を回避する手段として，尿管カテーテル留置の
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有用性が示唆されている�２）３）。触覚による尿管の同定が
困難な腹腔鏡下手術においては，カテーテル留置により
尿管の視認性を高めることができるが，巨大子宮や癒着
などで視野の制限がある状況では，十分な効果を得られ
ない場合がある。
　NIRC™（Near Infrared Ray Catheter）蛍光尿管
カテーテル（Cardinal Health社）は，励起波長750〜
810 nmの光により蛍光特性を得るIndocyanine Green
（ICG）と類似した色素が素材に使用されており，近赤
外線カメラによる観察下に尿管をICG様に発光させて
描出できる。本カテーテルの使用による容易な尿管の
同定は，尿管損傷のリスク低減につながる。さらに，
1688AIM 4Kカメラシステム（Stryker社）のOverlay蛍
光イメージング（Overlay機能）を併用することで，フ
ルカラー画像上に蛍光発色した尿管を描出することが可
能となる。
　重複尿管を合併した高難度のTLH症例において，蛍
光尿管カテーテルとOverlay機能の併用が有用であった
経験を報告する。

症　　　例

年齢：45歳　女性
身長：156cm　体重：45.8kg　BMI：18.9
主訴：過多月経
妊娠分娩歴：２妊１産（人工流産１回）
既往歴：帝王切開術，腹膜炎
家族歴：特記事項なし
現病歴：過多月経に伴う貧血を主訴に当院を受診した。
子宮筋腫の診断で，手術療法を希望した。
診察所見：下腹部に新生児頭大の腫瘤を触知した。腫瘤

の可動性は不良であった。
経腟超音波断層法：子宮体部に多発する筋腫を認めた。
両側付属器の腫大は認められなかった。
血液検査：WBC 9,700 /μL，RBC 3.69×10�6 /μL，
Hb 9.8 g/dL，BUN 4.7 mg/dL，Cr 0.55 mg/dL，LDH 
136 U/L
骨盤部T2強調像単純MRI矢状断（図１Ａ）：子宮体部に
多発する筋腫を認めた（最大で長径約８ cm）。両側付
属器に異常は認められなかった。
腹部造影CT：左下腹部の壁側腹膜～左付属器周囲に腸
管の癒着が疑われた。
CTウログラフィー（図１Ｂ）：左尿管の重複を認めた。
子宮頸部細胞診：NILM
子宮内膜細胞診：陰性
治療経過：子宮筋腫の縮小を目的にGnRHアンタゴニス
トによる偽閉経療法を３か月行ったのち，TLHを施行
する方針とした。腹膜炎既往に起因する腹腔内の高度癒
着が疑われ，さらに左重複尿管を認めたため，尿管の同
定に苦慮することを想定した。尿管の同定を容易にする
ために，術中に蛍光尿管カテーテルを留置する方針とし
た。
手術所見：全身麻酔下に砕石位で手術を開始した。泌尿
器科医に依頼し，蛍光尿管カテーテルを留置した（重複
した左尿管に１本ずつ，右尿管に１本）。腹腔内には，
左下腹部壁側腹膜から左付属器周囲にかけて，S状結腸
と大網が広範囲に癒着していた。癒着剥離後にOverlay
機能で骨盤内を観察したところ，蛍光発色した２本の
左尿管を広間膜後葉から容易に透見することができた
（図２Ａ）。その後も尿管の位置を適宜観察しながら（図
２Ｂ），順調な経過でTLHを完遂した。手術時間は２時

図１　画像検査
A：骨盤部MRI（T２強調像，矢状断）
B：CTウログラフィー：左尿管の重複を認める（白矢印）
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間37分，出血量は25 g，摘出子宮の重量は620 gであっ
た。手術終了直後に，手術室内で尿管カテーテルを抜去
した。周術期合併症の発生はなく，術後４日目に退院し
た。

考　　　案

　本邦におけるTLHで発生する尿管損傷の頻度は0.35％
と報告されており，留意すべき合併症の一つである�４）。
TLHにおける尿管損傷の頻度は，TAHと比較して有
意に高いことがメタアナリシスで示されている（Odds 
ratio：2.44，95％CI：1.24-4.80）�１）。米国婦人科腹腔鏡
学会は，術中に膀胱鏡を用いた尿路損傷の確認を推奨し
ている�５）。エネルギーデバイスの頻用が尿管周囲組織の
血流障害を招き，尿管損傷を惹起すると考えられてい
る�６）。尿管カテーテルは，一般に尿管の通過障害を是正
するために使用されるが，術中の留置により尿管の視認
性が向上することから，尿管損傷の予防策としても活用
される。しかしながら，巨大子宮や骨盤内癒着症例にお
いては尿管の視認が困難となるため，カテーテルを留置
しても十分な効果を得られない事態にしばしば遭遇す
る。この問題を克服する手段として，カテーテルに直接
光源を接続する発光式型の尿管カテーテルが開発され
た。しかしながら，視認性は向上するものの，光源が発
する熱により尿管損傷を誘発した事例が報告されてい
る�７）８）。熱損傷防止の観点から，近赤外線カメラにより
発光した尿管を同定できるNIRC™蛍光尿管カテーテル
は，より安全な方法といえる。さらに近年，Overlay技
術によりフルカラー画像上にICG蛍光イメージングを鮮
明に表示できる1688AIM 4Kカメラシステムが開発され
た。従来のICG蛍光イメージングでは，蛍光部位以外は
グレースケールで表示されるため，周囲組織との位置関
係の把握には画面の切り替えを要し扱いがやや煩雑とな
るが，独自のOverlay機能を用いることで蛍光発色した

尿管をフルカラー画像内に常に捉えることが可能となっ
た。本症例では重複する各々の左尿管に蛍光カテーテル
を留置した結果，優れた描出能力により２本の尿管を容
易に識別できた。
　尿管カテーテルを使用する際には，合併症に留意しな
ければならない。尿管カテーテル内に生じた血塊により
尿管閉塞，腎後性腎不全の原因となることが危惧される
ため，尿管損傷予防を目的としたカテーテル留置を全
例に行うべきではないとする報告がある�９）10）。尿管カ
テーテルを留置する際には，その必要性を症例ごとに検
討し，術中の尿管損傷がなければ術後直ちに抜去するな
どの対策が必要である。子宮内膜症や手術既往による骨
盤内の高度癒着，尿路奇形，巨大子宮や子宮頸部筋腫な
ど，尿管同定に難渋するような症例では，カテーテル留
置が有用である。
　手術機器の技術進化は目覚ましく，その特性を理解し
て活用することは，より安全で低侵襲な手術につなが
る。今回経験した蛍光尿管カテーテルとOverlay機能の
併用は，癒着や子宮筋腫により尿管同定が困難であると
予想されるTLH症例において非常に有用な方法であっ
た。今後は，本機器使用に適する症例の条件や手術時間
に与える影響などについて検討したい。

　本論文において開示すべき利益相反はありません。
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HBOC女性に対するRRSOの実施状況 
―HBOC診療13年間の経験―
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Thirteen-year experience with risk-reducing salpingo-oophorectomy for women with 
hereditary breast and ovarian cancer

Etsuko Fujimoto １）・Mika Okazawa-Sakai １）・Yumi Hibino １）・Takanori Yokoyama １） 
Shinichi Okame １）・Yasuko Yamamoto ２）・Kazuhiro Takehara １）

１）Department of Gynecologic Oncology, National Hospital Organization Shikoku Cancer Center
２）Department of Hereditary Oncology, National Hospital Organization Shikoku Cancer Center

【背景】遺伝性乳癌卵巣癌（Hereditary breast and ovarian cancer, HBOC）女性に対する卵巣癌発症リスク低減卵管卵巣摘
出術（Risk reducing salpingo-oophorectomy, RRSO）の施行状況を後方視的に調査した。【方法】2010年１月～2021年12月に
当院でHBOCと診断した女性を対象とし，遺伝学的検査結果，手術内容，病理学的所見などを2023年３月にカルテより抽出
した。【結果】対象期間内にHBOCと診断されたのは197例で，男性15例を除いた女性182例を対象とした。BRCA1病的バリ
アント保持者は65例（35.7％），BRCA2病的バリアント保持者は117例（64.3％），HBOC診断時の年齢中央値は50歳（19～93
歳），悪性腫瘍罹患歴は148例（卵巣癌37例，乳癌119例，その他10例）に認めた。2023年３月時点で26例が死亡（卵巣癌８
例，乳癌12例，その他６例），70例がフォローを継続していた（期間中央値55カ月［１-216］）。HBOC診断時に女性生殖器悪
性腫瘍の罹患歴がない142例のうちRRSOを受けたのは39例（27％）であった。術式は，卵管卵巣摘出のみ22例（腹腔鏡18例，
開腹４例），卵巣卵管摘出＋子宮摘出17例（腹腔鏡11例，開腹６例）で，2020年４月以降は腹腔鏡手術が有意に増加していた
（p=0.008）。手術適応は，2020年４月より前は保険診療外10例，保険診療（子宮筋腫や卵巣腫瘍）12例，2020年４月以降は全
例保険診療（HBOC14例，子宮筋腫など３例）であった。全例摘出標本に悪性腫瘍は認めず，術後腹膜癌を発症した症例はな
かった。【考案】13年間でRRSOを受けたHBOC女性は約３割であった。HBOC診療の一部保険診療化を受け，腹腔鏡下卵管卵
巣摘出術が今後も増加していくと考えられた。

We retrospectively reviewed the clinical information of women diagnosed with hereditary breast and ovarian 
cancer (HBOC) between January 2010 and December 2021 at the NHO Shikoku Cancer Center in March 2023 
to investigate the implementation of risk-reducing salpingo-oophorectomy (RRSO). HBOC was diagnosed in 182 
women with a median age of 50 (19-93) years at diagnosis, of whom 65 (35.7％) and 117 (64.3％) had pathogenic 
variants of BRCA1 and BRCA2, respectively. As of March 2023, 26 patients had died (eight ovarian cancer, 12 
breast cancer, and six other), and 70 were still being followed up (median duration 55 months [1-216]). Of the 
142 patients with no history of female genital malignancy at the time of HBOC diagnosis, 39 (27％) underwent 
RRSO, 22 underwent oophorectomy, and 17 underwent oophorectomy plus hysterectomy, with a significant 
increase in the number of laparoscopic procedures after April 2020 (p=0.008). No malignancy was found in the 
specimens removed during RRSO, and no patient developed peritoneal carcinoma during postoperative follow-
up. In conclusion, approximately 30％ of the women with HBOC underwent RRSO over 13 years. The use of 
laparoscopic RRSO under public medical insurance will continue to increase in the future.

キーワード：�遺伝性乳癌卵巣癌，リスク低減卵管卵巣摘出術，腹腔鏡下付属器摘出術，サーベイランス， 
原発性腹膜癌

Key words：�hereditary breast and ovarian cancer, risk reducing salpingo-oophorectomy, 
laparoscopic adenectomy, surveillance, peritoneal cancer

緒　　　言

　遺伝性乳癌卵巣癌（Hereditary Breast and Ovarian 

Cancer, HBOC）はBRCA1またはBRCA2（BRCA1/2）
の生殖細胞系列病的バリアントに起因する遺伝性腫瘍
で，乳癌，上皮性卵巣癌/卵管癌/腹膜癌（以下卵巣
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癌），膵癌，前立腺癌の高い発症リスクが知られてい
る。HBOC女性では80歳までの卵巣癌累積発症リスク
は44％（BRCA1），17％（BRCA2）と高く，かつ有
効性が示されたサーベイランス方法が存在しないため
卵巣癌発症リスク低減のための卵管卵巣摘出術（Risk 
reducing salpingo-oophorectomy, RRSO）が推奨されて
いる�１）２）。RRSOでは，両側卵管卵巣摘出に加え腹腔内
の十分な観察が必要であり，さらに摘出卵管の病理検索
ではSEE-FIM（Sectioning and extensively examining 
the fimbriated end）プロトコールに準じることが推奨
されている�１）３）。HBOC女性ではRRSO施行後も原発性
腹膜癌発生のリスクがあるが，そのサーベイランス方法
は確立されていない。2020年４月の診療報酬改定によ
り，乳癌あるいは卵巣癌の罹患歴を持つHBOC症例に対
し，遺伝カウンセリング，BRCA遺伝学的検査，リスク
低減手術，サーベイランスが保険診療の対象となった。
当院では2010年よりHBOCを含めた遺伝性腫瘍の診療を
行っており，本研究では，HBOC女性に対する13年間の
RRSOの実施状況と保険収載前後の変化も含めて報告す
る。

方　　　法

　2010年１月～2021年12月に当院でHBOCと診断した女
性を対象とした。遺伝学的検査結果，RRSOの術式や施
行日，摘出標本の病理学的所見などを含む臨床情報をカ
ルテより抽出した。データカットオフは2023年３月と
した。統計的検定は，t検定（手術時間および出血量の

比較，遺伝学的検査結果開示からRRSOまでの期間の比
較）とカイ２乗検定（術式の割合の比較）を用いた。本
研究は四国がんセンター倫理委員会で承認された（No. 
2019-20, No. 2021-01）。

成　　　績

　2010年１月～2021年12月に当院でHBOCと診断した
のは197例であり，男性15人を除いた女性182人を対象
とした（図１）。患者背景を表１に示す。2020年４月
より前に診断されたのは127例（70％），2020年４月以
降に診断されたのは55例（30％）であった。BRCA1病
的バリアント保持者は65例（36％），BRCA2病的バリ
アント保持者は117例（64％）で，HBOC診断時の年齢
中央値はBRCA1病的バリアント保持者50歳（26～77
歳），BRCA2病的バリアント保持者50歳（19～93歳）
であった。HBOC診断時の悪性腫瘍罹患歴は卵巣癌37例
（20％），乳癌119例（65％），その他の癌10例（５％）
であった。悪性腫瘍の家族歴を有する患者は169例
（93％）であった。
　当院では2018年に臨床遺伝専門医を専任とするサー
ベイランス外来を開設し，遺伝性腫瘍の診療を行って
いる。HBOCにおいては，その診断時，卵巣癌サーベイ
ランスに有効性が確立された方法はないが，RRSOによ
り卵巣癌リスクと全死亡リスクの低下を来たす選択肢が
ある事，その一方で，妊孕性喪失と卵巣欠落症状という
不利益が生じることについて十分に説明を行う。また，
RRSOの至適時期については，遺伝性乳癌卵巣癌診療ガ

図１　当院でHBOCと診断された197例
当院でHBOCと診断されたのは197例（男性15例，女性182例）で，
HBOC診断時に女性生殖器悪性腫瘍を有していた40例（22％）を除
外した142例のうち，RRSOを受けたのは39例（27％），サーベイラ
ンスを選択したのは103例（73％）であった。



2023年 79HBOC女性に対するRRSOの実施状況―HBOC診療13年間の経験―

イドラインに沿って，通常35〜40歳で推奨されている
が，BRCA2病的バリアント陽性者においてはBRCA1病
的バリアント陽性者よりも卵巣癌の発症が８〜10年遅い
ため，40〜45歳まで遅らせる事が妥当であると説明して
いる�１）。患者がRRSOを希望しない場合は，患者の了承
の下，卵巣癌サーベイランスとして半年毎の経腟超音波
検査と血清CA125測定を実施している。RRSO実施患者
においては，術後３～６カ月後にサーベイランス専門外
来を受診，そこで腹膜癌サーベイランスについて説明を
うけ，サーベイランスを了承した患者が通院する。本研
究の調査では，HBOC診断時に女性生殖器悪性腫瘍を有
していた40例（22％）を除外した142例のうち，RRSO
を受けたのは39例（27％）で，RRSOを希望せずサーベ
イランスを選択したのは103例（73％）であった（図１）。
　RRSOでは注意深い腹腔内観察を行い，細胞の脱落を
回避するように手術操作に留意する�１）。当院の標準的な
腹腔鏡下卵管卵巣摘出の術式を以下に示す：①ダイアモ
ンド法で開始する（ポート配置：臍部12mm，左下腹部
12mm，右下腹部５mm，下腹部中央５mm）。②上腹部
から骨盤内臓器にかけて観察し，播種所見があれば生検
を行う。③腹腔洗浄細胞診を施行する。④卵巣近位部の
卵巣堤索を２cm切除し，子宮角までのすべての卵管と

卵巣および卵巣や卵管を覆うすべての腹膜を切除する。
⑤手術操作による細胞の脱落を回避するため，卵管や卵
巣の操作は最小限にする。⑥標本の摘出には回収袋を用
いる�４）。
　表２にRRSO実施39例の手術内容と術後病理診断を示
す。術式は，卵管卵巣摘出のみ22例（腹腔鏡18例，開腹
４例），卵巣卵管摘出＋子宮摘出17例（腹腔鏡11例，開
腹６例）であった。開腹手術を受けた10例のうち３例
は腹腔内癒着のため腹腔鏡から開腹への移行例であっ
た。子宮摘出を施行した17例の手術適応は，子宮筋腫
（14例），子宮腺筋症（２例），卵巣嚢腫（１例）であっ
た。腹腔鏡下卵管卵巣摘出＋子宮摘出は，開腹卵管卵
巣摘出＋子宮摘出に比べて手術時間は有意に長かった
が（t検定，p=0.02），推定出血量に統計学的有意差は
なかった。腹腔鏡下卵管卵巣摘出は，開腹卵管卵巣摘
出と比べ，手術時間，推定出血量に統計学的有意差は
なかった。全例腹腔内に悪性を疑う所見は認めなかっ
た。全例SEE-FIMプロトコールに準じて標本が作製さ
れ，浸潤癌あるいはSTIC（serous tubal intraepithelial 
carcinoma）を認めた症例はなかったが，９例（23％）
で卵管上皮にp53 signature（卵管上皮のp53過剰発現，
Ki-67低陽性率を呈する形態学的変化を指し，STICの

表１　患者背景

表２　RRSOの手術内容と術後病理診断
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前駆病変の可能性があるとされる�５））を認めた。RRSO
実施39例中，術後フォローを当院で行ったのは36例
（腹腔鏡手術26例，開腹手術10例）であった（図２）。
2023年３月時点で33例はサーベイランスを継続し，３
例は他疾患により死亡していた（乳癌２例，胃癌１
例）。卵管p53 signatureを認めた９例については，卵管
p53 signatureを認めなかった症例と同様の半年毎の経腟
超音波検査と血清CA125測定でサーベイランスが実施さ
れていたが腹膜癌発症はなかった（サーベイランス期間
中央値31カ月［6.3-112カ月］）。
　最後に，2020年４月のHBOC診療一部保険診療化が及
ぼす影響について調査した。2020年４月より前にHBOC
と診断した127例と2020年４月以降に診断した55例を比
較すると，2020年４月以降では腹腔鏡下手術を予定し
た症例（腹腔鏡下手術施行例と開腹移行例を含む）の
割合が有意に増加し（65％ vs. 100％；カイ２乗検定，
p=0.008），術式では腹腔鏡下卵管卵巣摘出が増加してい
た（図３）。また，当院でRRSOおよび術後フォローを
行った36例のうち，2020年４月以降にHBOCと診断され
た16例では，2020年４月より前に診断された20例と比
べ，遺伝学的検査の結果開示からRRSOまでの期間は有
意に短かった（図２；平均29カ月 vs. 平均７カ月；t検定，
p=0.046）。

考　　　案

　HBOC女性では，RRSO実施によって高異型度漿液性

癌による死亡リスクは約94％低下，さらに全死亡リス
クは約70％低下する�６）。これまで，RRSO実施に正に影
響する要因として，BRCA1病的バリアント保持，分娩
歴，乳癌罹患歴，負の要因として経済的因子，心理的
因子が報告されている�７）８）。本研究におけるRRSO実施
率27％は，都市部を中心とした実施率が31％であった報
告と比べると，地方都市としては高い割合であると考え
る�７）。また，本研究においてRRSO症例，特に腹腔鏡症
例数の増加や遺伝学的検査結果開示からRRSO実施まで
の期間が短縮したことは，HBOC診療の一部保険診療化
による経済的負担の軽減やHBOC診療の体制整備が影響
していると考える。本邦での保険適用の対象は乳癌既発
症者に留まっているなどの問題はあるが，今後本邦でも
RRSOの増加が見込まれる。
　RRSO実施時には，潜在する卵巣癌・卵管癌・腹膜癌
に留意し，上腹部から骨盤内の臓器の十分な観察が求め
られる�９）。さらに，RRSO実施から腹膜癌発症までの期
間は43カ月から92カ月と幅があり，18カ月以内はまれと
されている�10-12）。以上よりRRSO後も長期間のフォロー
が必要と考えられるが，腹腔鏡下RRSOでは長期フォ
ローアップの報告は限られている�９）。本研究の腹腔鏡下
RRSO実施39例を含む13年にわたるHBOC診療実績は，
今後医療者がHBOC女性へRRSOの説明を行う際，一助
になると考えられる。
　RRSO後の腹膜癌発症リスクは１～５％で，特に
RRSO検体にSTICを認めた場合にそのリスクは上昇

図２　当院でRRSOおよび術後フォローを行った36例の経過
RRSO実施39例中，術後フォローを当院で行ったのは36例（腹腔鏡手術26例，開腹手術10例）で，2023
年３月時点で33例はサーベイランスを継続，３例は他疾患により死亡していた。腹膜癌発症はなかった。
2020年４月以降にHBOCと診断された16例では，2020年４月より前に診断された20例と比べ，遺伝学的
検査の結果開示からRRSOまでの期間は有意に短かった（平均29カ月 vs. 平均７カ月；t検定，p=0.046）。
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するとされる。2022年のシステマティックレビューで
は，STICを認めた症例では腹膜癌発生率は13％であっ
たのに対してSTICを認めなかった症例では0.4％であっ
た�12）。さらに，p53変異と腹膜癌発症との関連から，摘
出標本の卵管上皮にp53 signatureを認めた症例には慎重
なフォローが必要とされている�13）。しかしながら，「慎
重なフォロー」方法は各担当医に任されているのが現状
であり，当院においては卵管p53 signature症例は他症例
と同様に半年毎の経腟超音波検査と血清CA125測定とい
うサーベイランスを実施し，観察期間内では腹膜癌発症
を認めなかった。
　HBOC女性にとってRRSOは卵巣癌・卵管癌・腹膜癌
のリスク低減というベネフィットをもたらす一方，閉
経前女性にとっては外科的閉経などの長期的なヘルス
ケア介入が必要である。本研究ではRRSO後のサーベイ
ランス期間中央値31カ月という比較的長い期間におい
てRRSO後のフォローアップ成績を報告することができ
たが，RRSO後の健康に関わる問題については十分な
調査はできなかった。現在，婦人科悪性腫瘍研究機構
（JGOG）では「BRCA1/2遺伝子バリアントとがん発
症・臨床病理学的特徴および発症リスク因子を明らか
にするための卵巣がん未発症を対象としたバイオバン
ク・コホート研究（研究代表者：岡山大学平沢晃教授，
JGOG3024）」が症例集積中である。このような大規模コ
ホートによって，今後，RRSO後の腹膜癌発生，および
健康に関わる問題が明らかになり，最適な対処法が確立
されることが期待される。
　今回，本研究では，13年に渡る当院のHBOC診療の実

施状況と保険収載前後の変化について報告した。遺伝
学的検査結果開示からRRSOまでの期間の短縮や，腹腔
鏡手術症例数の増加は保険収載による恩恵と考える。
HBOC診療においては，RRSO後の腹膜癌サーベイラン
スや早発閉経状態となった場合のヘルスケア，RRSO施
行時期など課題は多種多様にわたって残存しており，今
後も長期フォローが重要と考える。
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127例と比較し，腹腔鏡下手術を予定した症例（腹腔鏡下手術施行例と開腹移行
例を含む）の割合が有意に増加し（65％ vs. 100％；カイ２乗検定，p=0.008），
術式では腹腔鏡下卵管卵巣摘出が増加していた。
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生殖補助医療により妊娠・出産に至った汎下垂体機能低下症の一例
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A case of panhypopituitarism leading to pregnancy and childbirth with assisted 
reproductive technology
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汎下垂体機能低下症は様々な誘因により発症しうる。今回，汎下垂体機能低下症による性腺機能低下症の患者に生殖補助医
療を行い，妊娠・出産に至った一例を報告する。
症例は30代女性。頭蓋咽頭腫で，２歳時，12歳時に開頭腫瘍摘出手術を施行された。術後に汎下垂体機能低下症となり，
低ゴナドトロピン性性腺機能低下症に伴う２次性徴遅延に対して14歳よりカウフマン療法が施行されていた。結婚され，
挙児希望のため当科外来を受診。受診時の血清follicle stimulating hormone（FSH）<0.1 mIU/ml，luteinizing hormone 
0.1 mIU/ml，エストラジオール<0.5 pg/ml，テストステロン<0.7 ng/dlといずれも低値であり，抗ミュラー管ホルモン 
2.73 ng/mlであった。まず一般不妊治療として，リコンビナントFSH 37.5 IU/日によるFSH低用量漸増療法を開始し，
100 IU/日まで漸増したところで複数の卵胞発育を認めたため，多胎リスクを考慮し治療中止とした。患者と相談の上で生殖
補助医療の方針とし，Progestin-primed Ovarian Stimulation法にて卵巣刺激を行った。６個の卵胞から４個の卵子が得られ，
１個の胚盤胞（day 5，4AA）を凍結保存した。ホルモン補充周期での凍結融解胚盤胞移植にて妊娠成立し，女性ホルモンに
関しては妊娠14週まで補充を継続し，内科的管理も施行しながら妊娠経過は順調であった。妊娠41週１日に予定日超過のた
め陣痛誘発を開始し，妊娠41週３日に経腟分娩に至った。出生児は女性，出生体重3216 g，身長52.5 cm，Apgar score 8/9で
あった。産褥経過は良好で，母乳の分泌を認めたが直母のみでは不十分で人工乳混合となった。カウフマン療法は分娩後６
カ月から再開した。

Several factors are involved in panhypopituitarism. Here, we report a case of hypogonadism secondary to 
panhypopituitarism in a woman who had a successful pregnancy and delivery following assisted reproductive 
technology.
The patient underwent craniotomies for craniopharyngioma at 2 and 12 years of age. She was diagnosed with 
panhypopituitarism and had received Kaufmannʼs therapy since the age of 14 years. Laboratory investigations 
at the time of her visit to our hospital revealed serum follicle-stimulating hormone (FSH) <0.1 mIU/mL, 
luteinizing hormone of 0.1 mIU/mL, estradiol <0.5 pg/mL, testosterone <0.7 ng/dL, and anti-Müllerian 
hormone of 2.73 ng/mL. We initiated low-volume FSH treatment using recombinant FSH 37.5 IU/day, and 
titration up to 100 IU/day led to the development of multiple follicles. Subsequently, she underwent progestin-
primed ovarian stimulation; four oocytes were obtained, and one blastocyst was cryopreserved. She was 
successfully treated by transferring frozen blastocysts into a hormone replacement cycle, and female hormone 
replacement was continued until the 14th week of pregnancy. Following labor induction, she underwent 
vaginal delivery of a female (birth weight 3216 g, height 52.5 cm, Apgar score 8/9) at 41 weeks and 3 days. 
The patientʼs postpartum course was uneventful. Kaufmannʼs therapy was resumed 6 months postpartum. 

キーワード：汎下垂体機能低下症，低ゴナドトロピン性性腺機能低下症，生殖補助医療
Key words：panhypopituitarism, hypogonadotropic hypogonadism, assisted reproductive technology

緒　　　言

　汎下垂体機能低下症の発症誘因は多岐にわたる。高プ
ロラクチン血症，Cushing症候群，Addison病，先端巨

大症，甲状腺機能低下症，甲状腺機能亢進症などの内分
泌疾患の他，下垂体腫瘍などに対する外科手術，放射線
治療，さらに脳梗塞や外傷なども下垂体機能の低下につ
ながる可能性がある。汎下垂体機能低下症となった場合
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には，低ゴナドトロピン性性腺機能低下症となるため，
妊娠には適切なホルモン補充療法やしばしば不妊治療が
必要となる１）。
　下垂体機能低下症の誘因の１つである頭蓋咽頭腫は原
発性脳腫瘍の３％の頻度で発症し，好発年齢は10代と
40－60代の二峰性である。治療は手術療法であり，術後
は下垂体機能が低下するため，下垂体ホルモンを補充す
る必要がある２）。
　今回，我々は，頭蓋咽頭腫の開頭腫瘍摘出術後に低ゴ
ナドトロピン性性腺機能低下症となった患者に生殖補助
医療を行い，妊娠・出産に至った一例を経験したため報
告する。

症　　　例

　症例は30代女性。頭蓋咽頭腫の診断で，２歳時，12歳
（再発）時に開頭腫瘍摘出術を施行された。術後より
汎下垂体機能低下となり，中枢性の２次性徴遅延に対
して14歳よりカウフマン療法を施行されていた。結婚
され，挙児希望のため31歳の時に当科外来に受診され
た。頭蓋咽頭腫以外の既往歴はなく，内服薬・使用薬は
レボチロキシンナトリウム 100 μg/日，ソマトロピン 
12 mg/週，ヒドロコルチゾン 10 mg/日，デスモプレ
シン 180 μg/日，エルデカルシトール 0.5 μg/日，経
皮エストラジオール 0.72 mg/隔日，ジドロゲステロン 
５ mg/日であった。身長 153 cm，体重 64.0 kg，BMI 
27.3，来院時の経腟超音波検査で子宮は長径71.6×短径
30.9 mm，挙児希望のため，カウフマン療法を中止して
おり，内膜肥厚は認めず，両側卵巣は同定されなかっ
た。血液検査所見では，follicle stimulating hormone
（FSH）＜0.1 mIU/ml，luteinizing hormone（LH）
0.1 mIU/ml，エストラジオール＜0.5 pg/ml，テストス
テロン＜7.0 ng/dlといずれも低値であり，抗ミュラー管
ホルモン（AMH）2.73 ng/mlであった。
　まず，一般不妊治療としてrecombinant FSH（rFSH）
37.5 IU/日によるFSH低用量漸増療法を開始した。rFSH 
37.5 IU/日投与開始後より平均径10 mmを超える卵胞

発育を認めたが，それ以上増大しないため，投与開始
５週目よりrFSH 75 IU/日，投与開始８週目よりrFSH 
100 IU/日に増量した。しかし，平均径10 mmを超える
卵胞が多発したため，多胎リスクを考慮し投与開始12週
目で中止とした。
　 患 者 と 相 談 の 上 で 生 殖 補 助 医 療 の 方 針 と し，
Progestin-primed Ovarian Stimulation法（PPOS法）で
卵巣刺激を行った。月経開始２日目よりurinary FSH
（uFSH）150 IU/日＋human menopausal gonadotropin
（h M G）1 5 0 IU/日 を 投 与 し ， ジ ド ロ ゲ ス テ ロ
ン 20 mg/日を内服した。卵巣刺激10日目にhuman 
chorionic gonadotropin（hCG）10000 IUを投与後，卵
巣刺激12日目に採卵を行い，６個の卵胞を穿刺し，４
個の採卵に成功した。媒精後に胚盤胞まで到達した１
個（day 5，4AA）を凍結保存した（図１）。ホルモン
補充周期での凍結融解胚移植により，移植後13日目に
妊娠反応陽性を確認した（図２）。女性ホルモンに関
しては，経皮エストラジオール 2.16 mg/隔日，ジド
ロゲステロン 15 mg/日，ヒドロキシプロゲステロン 
250 mg/週で継続，妊娠10週時点の血清エストラジオー
ル 494.0 pg/ml，プロゲステロン 24.6 ng/mlを確認した
後，経皮エストラジオールは妊娠10週，ヒドロキシプロ
ゲステロンは妊娠13週，ジドロゲステロンは妊娠14週で
それぞれ終了した。また内分泌内科医にて妊娠判明時よ
りソマトロピンは中止し，レボチロキシンナトリウム，
ヒドロコルチゾン，デスモプレシンは妊娠前と同量で管
理され，妊娠経過は順調であった。
　妊娠41週１日に予定日超過に対して陣痛誘発を開始
し，妊娠41週３日に経腟分娩に至った。児は女児，
体重 3216 g，身長 52.5 cm，Apgar score ８点/９点
（１分/５分）であった。産褥経過は特に問題なかっ
た。また，妊娠前の血清プロラクチンは5.6 ng/mlで
あったが，分娩後の血清プロラクチンは32.5 ng/mlと上
昇を認めた。母乳の分泌も認めたが，母乳のみでは不十
分であり人工乳混合となった。成長ホルモン補充療法お
よびカウフマン療法は，分娩後６ヶ月で再開した。

図１　Progestin-primed Ovarian Stimulation法による卵巣刺激
月経開始２日目よりurinary follicle stimulating hormone（uFSH）150 IU/日+human 
menopausal gonadotropin（hMG）150 IU/日を投与し，ジドロゲステロン 20 mg/日
を内服した。卵巣刺激９日目にhuman chorionic gonadotropin（hCG）を投与し，卵
巣刺激12日目に採卵を行った。媒精後に胚盤胞まで到達した１個（day 5，4AA）を
凍結保存した。
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考　　　案

　生殖器官の成熟と機能は下垂体によって制御され
る。視床下部ニューロンからのgonadotropin releasing 
hormone（GnRH）の分泌は，下垂体前葉細胞のFSHお
よびLHの合成を刺激し，卵胞の形成および性ステロイ
ドホルモンの形成を促進する３）。また，妊娠中の下垂
体ホルモン分泌は胎盤から産生されるplacental growth 
hormone（PGH）の影響も受け，適切な胎児発育にも関
与すると報告されている４）。
　複数の下垂体機能が低下した女性の生産率は，特発性
性腺機能低下症の女性と比較して妊娠率や生産率が低い
ことが報告されており５），また，汎下垂体機能低下症の
女性も妊娠率や生産率が低いことが報告されている５）。
また，乳幼児期から下垂体機能低下症を有する女性は血
清AMH値が低くなることが報告されている６，７）。 
　近年の生殖補助医療の発展により，複数の下垂体機能
が低下した女性で生産率は47－76％，特発性性腺機能低
下症の女性では81％以上と報告されている５）。下垂体機
能低下症を有する女性に対して，妊娠前から適切な下垂
体ホルモンの補充療法と生殖補助医療による介入によ
り良好な妊娠率及び周産期予後が報告されている。特
に，growth hormone（GH）の補充は卵巣刺激に対する
卵胞発育や子宮内膜の増殖を改善するとされており，妊
娠前のGHの補充は重要となる８，９）。妊娠後のGH補充に
関しては，妊娠結果に影響しなかったとの報告もある
が，結論は出ていない10）。妊娠成立後はPGHが出現し，
insulin-like growth factor-1と相関するため，GH補充の
中止を勧奨する報告もある11）。本症例は妊娠判明時より
GH補充を中止した。副腎皮質ホルモンはヒドロコルチ
ゾンが胎盤11-β-hydoroxy steroid dehydrogenaseによっ
て分解され胎児循環に入らないため，妊娠中は妊娠前と
同量の補充が推奨される12，13）。甲状腺ホルモンは胎児

発育に関与し，妊娠中に限らず妊娠後も継続したコント
ロールが必要となる13）。抗利尿ホルモンは妊娠中も安全
に使用でき，尿崩症等の改善に必要である13）。したがっ
て本症例でもGH以外の下垂体ホルモンは妊娠前と同量
で継続とした。妊娠前からの管理も含め，妊娠経過中も
関係各科とより緊密に連携することが重要となる。
　汎下垂体機能低下症合併妊婦の分娩方式に関して，一
定の見解は得られていないものの，下垂体前葉ホルモン
であるオキシトシンが正常に分泌されない可能性もある
ため，胎児機能不全や母体適応も含めて高率に帝王切開
での分娩となっている14）。本邦でも多くの症例で帝王切
開術での分娩となっているが，経腟分娩に至った症例も
報告されている15）。本症例も分娩誘発を行うことで，経
腟分娩に至った。陣痛発来に関しては，炎症関連物質の
何らかの作用が考えられているが16），未だに不明な点も
多く，ホルモン分泌を含めた今後のさらなる知見が必要
と考えられる。また，妊娠前と比較し，産褥期のプロラ
クチンが上昇したのは，妊娠中は胎盤から産生されるエ
ストロゲン，プロゲステロンによりプロラクチンの分泌
が抑制されていたが，分娩終了による胎盤娩出後にその
抑制がなくなったため，反応性にプロラクチンの分泌が
上昇したのではないかと推察された17）。
　本症例は，頭蓋咽頭腫の治療による小児期からの汎下
垂体機能低下症とそれに伴う性腺機能低下症の患者に対
して，妊娠前からの下垂体ホルモンの適切な補充療法を
行い，生殖補助医療を行うことで妊娠に至り，良好な周
産期予後を得ることができた。

　申告すべき利益相反状態にはありません。
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経腟分娩後の癒着胎盤に対して待機的管理を行った３症例
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山口県済生会下関総合病院　産婦人科

Three cases of elective management for placenta accreta after vaginal delivery

Aya Sekiya・Masahiro Shinagawa・Hiroyuki Gujima・Akine Hiraoka・Mayuko Nakamura
Takeshi Orita・Manabu Tanabe・Shoko Maruyama・Hitoshi Morioka・Katsunori Shimamura

Department of Obstetrics and Gynecology, Saiseikai Shimonoseki General Hospital

癒着胎盤は分娩後大量出血の原因疾患の一つで，近年ではホルモン補充周期凍結融解胚移植（以下HRC-FET）が癒着胎盤の
リスクであるとの報告が散見される。癒着胎盤に伴う胎盤遺残に対し, 子宮全摘・メトトレキサート療法・多量出血に対して
子宮動脈塞栓術（以下UAE）を併用しながらの待機的管理などが施行されているが，管理に関するガイドラインは策定され
ていない。今回，経腟分娩後の癒着胎盤が疑われる胎盤遺残に対して妊孕性温存希望があり待機的管理を選択した３症例を
報告する。
【症例１】38歳，１妊０産。HRC-FETにて妊娠成立。前医で自然経腟分娩に至るも胎盤剥離徴候を認めず用手剥離を試みた
が胎盤が一部残存。実家に近い当院で待機的管理を行った。産褥23日目，強出血を認めUAE施行。産褥100日目，胎盤自然娩
出。本症例の経験から当院では妊孕性温存希望のある癒着胎盤症例に対してはより侵襲の少ない待機的管理を行う方針とし
た。
【症例２】38歳，２妊１産。第一子はHRC-FETにて妊娠成立，分娩時に胎盤剥離徴候を認めず用手剥離施行。今回も
HRC-FETにて妊娠成立。自然経腟分娩に至るも胎盤剥離徴候を認めず，胎盤用手剥離は行わずに待機的管理を行った。産褥
13日目，子宮内感染を認め抗生剤投与を行い感染は改善した。産褥54日目，胎盤自然娩出。
【症例３】36歳，２妊１産。第一子はHRC-FETにて妊娠成立，分娩時に胎盤剥離徴候を認めず用手剥離施行。今回，ART
施行前の自然周期にて妊娠成立。自然経腟分娩に至るも胎盤剥離徴候を認めず，胎盤用手剥離は行わずに待機的管理を行っ
た。産褥１日目，強出血を認めUAE施行。産褥７日目，胎盤自然娩出。 
待機的管理は分娩後数週間から数ヶ月に渡って出血や感染のリスクを伴うが，それらのコントロールが可能であれば侵襲も
少なく胎盤の自然娩出及び子宮温存が期待できる。２例は出血のため緊急UAEが必要となったが，３例とも待機的管理が可
能であり子宮を温存できた。 

Placenta accreta can cause massive postpartum hemorrhage, and no guidelines currently exist for its 
treatment. We report three cases in which conservative management was selected for a retained placenta 
with suspected placenta accreta after vaginal delivery.
Case 1: A 38-year-old primiparous woman became pregnant after a hormone replacement cycle frozen-thawed 
embryo transfer (HRC-FET). Although she underwent a spontaneous vaginal delivery, no signs of placental 
abruption were observed, and she underwent conservative management. Severe bleeding was observed 
on puerperium day 23, and uterine artery embolization (UAE) was performed. Spontaneous delivery of the 
placenta occurred on puerperium day 100.
Case 2: A 38-year-old multiparous woman became pregnant during HRC-FET. Although she underwent 
a spontaneous vaginal delivery, no signs of placental abruption were observed, and she was managed 
conservatively. The patient developed an intrauterine infection on puerperium day 13, which improved with 
antibiotics therapy. Spontaneous delivery of the placenta occurred on puerperium day 54.
Case 3: A 36-year-old multiparous woman who conceived naturally underwent a spontaneous vaginal delivery 
with no signs of placental abruption and underwent conservative management. Subsequently, severe bleeding 
was observed, and UAE was performed. Spontaneous delivery of the placenta occurred on puerperium day 7.
All three cases were managed conservatively. It has been suggested that spontaneous delivery of the placenta 
and preservation of the uterus can be achieved with less invasive conservative management.

キーワード：癒着胎盤，待機的管理，ホルモン補充周期凍結融解胚移植，子宮動脈塞栓術，メトトレキサート
Key words：�placenta accreta, conservative therapy, hormone replacement cycle frozen-thawed embryo transfer,  

uterine artery embolization, methotrexate
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緒　　　言

　癒着胎盤のリスク因子として，帝王切開や子宮内手
術の既往，前置胎盤，胎盤遺残の既往などが以前から
報告１）されているが，それに加えて近年では体外受
精・胚移植２），特にHRC-FETでは自然周期の凍結融解
胚移植に比べて発症リスクが上昇すると報告されてい
る３）。1997年の報告では，常位胎盤での癒着胎盤発症率
は22,000分娩に１例であり，前置癒着胎盤の発生率2,500
分娩に１例と比較すると極めて少ない４）が，本邦での
体外受精・胚移植（Assisted Reproductive Technology; 
ART）による妊娠・出産数は年々増加しており，今後
癒着胎盤に遭遇する機会が増えるものと想定される。
　癒着胎盤の管理としては，分娩時・分娩後の大量出血
に対する対応として胎盤を残すのか，剥離を試みるのか
統一された見解はないが，癒着胎盤症例に対し，用手剥
離を行った症例よりも用手剥離をせずに子宮内に胎盤を
残したまま管理した症例のほうが子宮全摘出率，輸血
量，DIC発症率が有意に少なかったとの報告がある５）。
用手剥離をしない場合の胎盤遺残に対する管理として
は，出血源である子宮を摘出する根治的治療と子宮を温
存する保存的治療による管理に大別されるが，管理に関
するガイドラインは策定されていない。保存的治療とし
ては，以前は出血に備えて両側内腸骨動脈を結紮した報
告もあるが，1986年にArulkumaran et al. ６）がメトト
レキサート（methotrexate; MTX）療法による胎盤消失

例を報告した後，妊孕性温存を希望する癒着胎盤症例に
ついて，MTX療法の報告が増えてきた。しかし，近年
では胎盤を子宮の中にそのまま残し，MTX療法を行わ
ず，多量出血が生じた際に子宮動脈塞栓術などを併用し
ながら待機的管理を行う報告が散在するようになってき
た７）８）９）。当院では2017年に症例１を経験した後は，
胎盤遺残に対しては用手的剥離を行わずに待機的管理を
行う方針とした。その後，2022年に経験した経腟分娩後
の癒着胎盤が疑われる胎盤遺残に対して，妊孕性温存希
望があるため待機的管理を選択し子宮を温存できた２症
例を加えて報告する。

症　例　１

38歳
妊娠歴：１妊０産
現病歴：2017年，近医不妊クリニックでホルモン補充周
期凍結融解胚移植を施行して妊娠成立し，妊娠経過は異
常なく総合周産期母子医療センターで自然経腟分娩に
至った。胎盤剥離徴候を認めないため臍帯牽引を行わ
れたところ臍帯断裂となり，胎盤用手剥離を施行され
たが胎盤の約１/４は剥離できず子宮内に残存した。約
1,000 g出血したが，その後はほぼ出血認めず通常の産
後とほぼ変わらない出血であったため，胎盤を子宮の中
にそのまま残し経過観察された。産褥１日目に施行さ
れた経腹超音波検査（図１Ａ）では子宮内にカラード
プラで血流を伴う胎盤組織の残存を認め，単純MRI検査

図１　症例１
Ａ；産褥１日目の経腹超音波検査，Ｂ；産褥１日目の単純MRI検査（T2WI），Ｃ；産褥経過

▲の部位に癒着胎盤が疑われた
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（図１Ｂ）ではT2強調像で子宮内に子宮筋層よりやや
高信号の胎盤組織の残存を認め，子宮筋層の菲薄化を認
めたことから癒着胎盤が疑われた。産後パッドに付着程
度の出血量であったため，産褥１日目より遺残胎盤の娩
出を早める可能性が報告されている桃核承気湯11）の内
服が開始された。当院は緊急のInterventional Radiology 
（IVR）が可能な地域周産期母子医療センターである
が，実家に近い当院での管理を希望され，産褥８日目に
当院外来に紹介受診となった。初診時の性器出血はパッ
ドに付着程度であり，感染兆候も認めなかったため，１
週間毎の外来受診で管理を行っていたが，産褥21日目の
外来受診時に悪臭を伴う悪露を認めたため，大腸菌など
の感染による産褥子宮内感染症を疑い悪露の細菌培養検
査を行ったうえで，大腸菌に対する当院のアンチグラム
の結果に基づきセフカペンピボキシル内服の処方を行っ
た。産褥23日目に性器出血が増加したため受診。来院時
の出血量は230 g（腟内の血塊とパッドの吸収量の合計）
で，さらに内診中に250 gの性器出血を認めたため入院
管理とし，止血目的に緊急子宮動脈塞栓術を施行した。
子宮動脈塞栓術施行開始までの合計出血量は約1,500 g，
子宮動脈塞栓術終了までに合計約2,300 gの出血を認めた
が，塞栓後は止血に成功した。子宮動脈塞栓術施行前の
Hb値は11.5 g/dLであったが，子宮動脈塞栓術施行後に
はHb値は7.6 g/dLまで低下したため濃厚赤血球４単位

と新鮮凍結血漿４単位の輸血を行った。また，入院時の
血液検査で白血球：11,600 /μl，CRP：3.39 mg/dLと炎
症反応上昇を認め，２日前に外来で施行した悪露の細菌
培養検査でEscherichia coli・Enterococcus faecalisが検
出されたため，今回は感受性検査の結果から両者に感受
性を認めたレボフロキサシンの投与を行った。性器出血
は減少し炎症反応も陰性化したため，産褥33日目に自宅
退院。その後は２週間毎の外来受診で管理を行い，産褥
100日目に胎盤は自然に娩出した（図１Ｃ）。本症例の経
験から当院では妊孕性温存希望のある癒着胎盤症例に対
してはより侵襲の少ない待機的管理を行う方針とした。

症　例　２

38歳
妊娠歴：２妊１産。第一子はホルモン補充周期凍結融解
胚移植にて妊娠。自然経腟分娩後，胎盤剝離徴候を認め
ず胎盤用手剥離を施行し胎盤娩出。
現病歴：2021年，近医不妊クリニックでホルモン補充周
期凍結融解胚移植を施行して妊娠成立し，妊娠経過は異
常なく当院で自然経腟分娩に至った。胎盤剥離徴候を
認めず，愛護的に臍帯牽引を行ったところ臍帯が断裂
し，臍帯と卵膜のみが娩出された。出血もほとんどなく
待機的管理を行う方針とした。産褥１日目に施行した
造影MRI検査（図２Ａ，Ｂ）では，子宮底部にT2強調

図２　症例２
Ａ，Ｂ；産褥１日目の造影MRI，Ｃ；産褥経過

▲の部位に癒着胎盤が疑われた
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像で高信号，造影MRI検査で造影効果を有する胎盤組織
を認め，子宮筋層の菲薄化と筋層内に索状低信号が散見
され，癒着胎盤を疑った。分娩当日から桃核承気湯の
内服を開始した。産褥13日目に38.2℃の発熱と白血球：
11,800 /μl，CRP：8.69 mg/dLと炎症反応高値を認めた
ため子宮内感染を疑って抗菌薬（フロモキセフナトリウ
ム）の投与を開始した。その後感染兆候は改善したため
産褥25日目に退院し，以後は１週間毎の外来管理を行っ
た。産褥44日目に施行した造影MRI検査（図３Ａ，Ｂ）
では，産褥翌日の画像と同様の所見を認めた。産褥54日
目に自宅で10 cm程度の胎盤が２回に分けて自然娩出し
た。産褥55日目に外来で施行した経腟超音波検査で胎盤
の遺残は認めなかった（図３Ｃ，Ｄ）。

症　例　３

36歳
妊娠歴：２妊１産。第一子はホルモン補充周期凍結融解
胚移植にて妊娠。自然経腟分娩後，胎盤自然剥離を認め
ず胎盤用手剥離を施行し胎盤娩出。
現病歴：2021年，体外受精施行前の自然周期に妊娠成立
し，妊娠経過は異常なく当院で自然経腟分娩に至った。
胎盤剥離徴候を認めず，出血もほとんどなく，待機的管
理を行う方針とした。産褥１日目に施行した造影MRI検
査（図４）では，子宮底部に造影効果を伴う胎盤組織を
認め，子宮筋層の菲薄化，不整を認め，癒着胎盤を疑っ
た。しかしその後突然，２時間で920 gの性器出血が生
じ，分娩前のHb値10.2 g/dLが出血後にHb値8.0 g/dLま
で低下した。本人に子宮温存の希望があったため輸血を

図４　症例３
Ａ；産褥１日目造影MRI検査（症例３），Ｂ；産褥経過

▲の部位に癒着胎盤が疑われた

図３　症例２
Ａ；単純MRI（T2WI，産褥44日目），Ｂ；造影MRI（産褥44日目），

Ｃ；排出された胎盤（産褥54日目），Ｄ；経腟超音波検査（産褥54日目）
▲の部位に癒着胎盤が疑われた
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行いながら緊急子宮動脈塞栓術を施行した。その後はほ
とんど出血もなく，産褥７日目より外来管理とした。退
院同日夜に自然に胎盤娩出したため外来受診し，経腟超
音波検査で子宮内に胎盤の遺残は認めなかった。

考　　　案

　出血や感染のコントロールができれば管理期間が長期
間となる可能性があるが，待機的管理は可能であり，今
回２例は出血のため緊急子宮動脈塞栓術が必要となった
が，待機的管理で胎盤が自然娩出され，子宮温存が可能
であった。また，ARTによる妊娠では癒着胎盤に留意
して周産期管理を行う必要があると考える。
　経腟分娩後に胎盤が剥離せずに娩出に至らない場合，
用手剥離を試みるのか，剥離が不成功に終わると止血困
難に陥ることが多いことから用手剥離を試みずに胎盤を
残したまま管理するのか統一された見解はない。しか
し，Kayem et al.５）は31,921分娩中33例の癒着胎盤症例
に対し，用手剥離を行った症例（13例）と用手剥離をせ
ずに子宮内に胎盤を残したまま管理した症例（20例）を
比較検討した結果，用手剥離せず胎盤を残したまま管
理した症例のほうが子宮全摘出率（84.6% vs 15%），輸
血量（3,230 ± 2,170 ml vs 1,560 ±1,646 ml），DIC発症
率（38.5% vs 5.0%）が有意に少なかったと報告してい
る。胎盤剥離徴候を認めない症例に対して胎盤用手剥離
を試みるかどうかは議論のあるところではあるが，症例
１の経験後に上記報告の情報を得たことから，当科では
用手剥離は試みない方がよいという認識に至り，現在も
分娩時に胎盤が自然剥離せず癒着胎盤が疑われた際には
用手剥離は行わずに管理する方針としている。
　用手剥離をしない場合の胎盤遺残の管理としては，
子宮全摘出術，MTX療法，待機的管理などが行わ
れているが，近年，癒着胎盤に対して待機的管理の
みで胎盤娩出に至った報告が増加している７）８）９）。
Sentilhes et al.８）の報告によると，311例の癒着胎盤症
例に対して167例で待機的管理を行い，131例（78％）で
子宮温存可能であったが，18例（11%）は分娩直後の出
血のために子宮全摘出に至り，残りの18例（11%）は待
機的管理中に出血や感染などのコントロールが困難とな
り，最終的に分娩後22週目頃（９～45週間）に子宮全摘
出に至っている。子宮が温存できた症例でも待機的管理
中に感染（28.1%）や出血のリスクが伴い109例（65.3％）
が何らかの止血処置を要している。また，待機的管理の
みを行った癒着胎盤症例116例のうち87例（75％）で胎
盤自然娩出に至ったが，胎盤娩出までの期間が４～60週
間（中央値13.5週間）と長期にわたる場合もある。妊孕
性温存の希望がなく長期的管理を望まない場合には子宮
全摘術も選択肢となるが，妊孕性温存の希望がない場合
でも長期的管理が可能な場合や妊孕性温存を希望する場

合には，待機的管理により胎盤自然娩出が期待できる可
能性が十分あり有用な管理法であると考える。ただし，
待機的管理を行う際には管理期間が数週間から数ヶ月と
管理が長期間になる可能性や出血と感染のリスクが伴う
ことについて患者に十分なインフォームドコンセントを
行う事が必要である。また，待機的管理中の感染に関し
ては，原因菌として特に大腸菌に留意する必要があり，
近年では耐性菌の出現が問題視されており，耐性菌も考
慮した薬剤選択が必要になる。
　待機的管理中に多量出血を合併した際に，次回の妊娠
希望がある症例では子宮動脈塞栓術は有用であり，止血
に成功すれば子宮温存の可能性は高まる。その反面，子
宮動脈塞栓術は子宮内膜の虚血をきたすため，虚血が重
度の場合には子宮壊死や無月経，虚血が軽度であっても
子宮内膜の変化をきたす可能性があり，Inoue et al.10）

は産後の500 g以上の多量出血に対して子宮動脈塞栓術
を施行した患者の次回妊娠において，16.7%で癒着胎盤
のため子宮摘出を要したと報告している。しかし，産後
の多量出血に対して施行した子宮動脈塞栓術後の妊孕性
を調べた報告では，78%の症例で次回妊娠が可能だった
と報告されて11）おり，約500 g以上の活動性出血で輸血
を必要とするような多量出血時には子宮動脈塞栓術を行
うことは積極的に考慮すべきであると考える。また，子
宮動脈塞栓術の有無により胎盤血流や胎盤の消失時期は
左右されないと報告12）されており，予防的な子宮動脈
塞栓術の意味はなく出血増加時のコントロールを目的に
行う処置であると考える。今回の症例１と症例３はいず
れも妊孕能温存希望症例であり多量出血を認めたが，迅
速な子宮動脈塞栓術で止血が可能となり待機管理が可能
となり子宮を温存できた。  
　妊孕性温存を希望する癒着胎盤の治療において以前は
MTXの使用も散見されていた６）13）14）15）。MTXは胎盤
の血流を減少させることにより壊死を促すとされてい
るが，分娩後の胎盤絨毛細胞は分裂増殖能を有してお
らず，MTXのような抗悪性腫瘍剤が正期産の胎盤変性
に及ぼす効果は不明である。また，適切な投与量や投与
方法についてもコンセンサスが得られていない。さら
に授乳中は禁忌であり，腎毒性や汎血球減少などの重
篤な副作用があり16）17）死亡例の報告もあるため７），現
在では国際産婦人科連合（FIGO），米国産科婦人科学会
（ACOG），英国王立産科婦人科学会（RCOG）では癒
着胎盤におけるMTXの使用は推奨されていない。
　今回報告した３症例はすべて体外受精（ART）によ
る妊娠歴があった。ARTによる妊娠・出産数は増加し
ており，2017年の日本生殖医学会のデータによると現在
約15人に１人がARTにより出生している。ARTによる
妊娠では自然妊娠と比較して癒着胎盤の発生率は13.2倍
に増加２）し，ホルモン補充周期凍結融解胚移植では自
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然周期凍結融解胚移植と比較して癒着胎盤の発生率は
6.91倍に増加３）すると報告している。Nakamura et al.は
ホルモン補充周期凍結融解胚移植において新鮮胚移植や
自然周期凍結融解胚移植と比較して脱落膜層の欠損割合
が高いことを解明し，この脱落膜層の欠損により着床時
に絨毛膜外栄養細胞の子宮筋層への過浸潤が生じて癒
着胎盤を生じているのではないかと考察している18）。ま
た，ART後の常位癒着胎盤は産前の確定診断が困難で
あり，分娩時に胎盤剥離徴候を認めなかった時点で診断
を下すことが多いため，管理が難しいのが現状である。
今後，さらにARTによる妊娠は増加することが予想さ
れ，それに伴い癒着胎盤症例も増加してくることが想定
されるため，ART症例，特にホルモン補充周期凍結融
解胚移植症例では，癒着胎盤の可能性を念頭に置いて妊
娠・分娩管理を行う必要があると考える。
　患者が長期間（数週間から数ヶ月）の管理に耐えられ
ること，突然の多量出血に対して緊急のIVR対応が可能
な施設での管理であること，IVRでもコントロールでき
ないような多量出血がないこと，感染のコントロールが
できるなどの条件を満たせば待機的管理は可能であり，
より侵襲の少ない待機的管理により胎盤の自然娩出及び
子宮温存が期待できる可能性がある。本報告における３
症例はいずれも妊孕性温存の希望があり，十分なイン
フォームドコンセントを行った上で待機的管理を選択し
た。２例は出血のため緊急子宮動脈塞栓術が必要となっ
たが，感染もコントロールでき３例とも待機的管理で胎
盤が自然娩出され，子宮温存が可能であった。 
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非典型的な経過を辿った胎児共存奇胎の１例
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An atypical case of complete hydatidiform mole coexisting with a fetus

Risa Tokuhashi・Satomi Morita・Takaomi Nanba・Saaya Shiota 
Takafumi Watanabe・Akiko Ueno・Sachio Matsushima・Fumie Kawase 
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緒言：胎児共存奇胎は胎児と全胞状奇胎が子宮内で同時に存在する状態である。その発生率は２万～10万妊娠に１例とされ
ている。早産，妊娠高血圧症候群や胎児死亡など周産期合併症が多く，慎重な管理が必要である。今回，非典型的な経過を
辿った胎児共存奇胎の１例を経験したので報告する。
症例：37歳２妊１産。クロミフェン刺激タイミング療法で妊娠成立後，前医で二絨毛膜二羊膜双胎と診断された。妊娠10週
頃からvanishing twinとして管理されていたが，胎盤の形態異常を認めたため，妊娠23週０日に当科に紹介となった。経腹超
音波検査およびMRI検査では子宮後壁に正常胎盤と連続しない12×1.3 cmの水泡状の腫瘤を認めた。腫瘤は子宮内腔を圧迫す
る程度ではなく，妊娠23週での血中hCG 83,863 mIU/mlと異常高値ではなかった。経過から考えると胎児共存奇胎が鑑別とし
て考えられたが，画像や血中hCG値は典型的ではなかった。妊娠23週１日に性器出血を認め入院管理とした。妊娠25週から胎
児発育不全を認め，その後胎児発育停止となったため妊娠27週４日に選択的帝王切開術を施行した。児は体重726gの男児，
アプガースコア１分値７点，５分値８点，臍帯動脈血ガスpH 7.248で出生した。胎盤は肉眼的に一部が水泡状を呈しており超
音波所見と一致した。胎盤病理結果ではComplete hydatidiform mole coexistent with a fetusであった。術後８週経過したが
続発性疾患の発症は認めていない。
結語：血中hCGが異常高値ではなくても，子宮内に水泡性腫瘤を認めた場合は胎児共存奇胎を念頭において，周産期合併症に
留意した管理が重要と考えられた。

A complete hydatidiform mole coexisting with a fetus (CHMCF) is a condition where both the fetus and the 
hydatidiform mole are present in the uterus simultaneously, occurring in approximately 1 in 20,000-100,000 
pregnancies. Careful management is essential owing to the likelihood of perinatal complications such as 
premature birth, hypertensive disorders of pregnancy, and fetal death. Herein, we report an atypical case of 
CHMCF. 
The patient, a 37-year-old woman, was managed as having a vanishing twin at approximately 10 weeks 
of gestation. At 23 weeks of gestation, a multivesicular lesion was identified in the uterus, and her serum 
human chorionic gonadotropin (hCG) level was 83,863 mIU/mL, which was not abnormally high. Based on the 
findings, CHMCF was considered a differential diagnosis, but the imaging findings and blood hCG levels were 
atypical. The patient was hospitalized for genital bleeding. The fetus showed growth restriction at 25 weeks 
of gestation, and an elective cesarean section was performed at 27 weeks and 4 days of gestation as the fetus 
had stopped growing. The newborn was a boy weighing 726 g. 
The placenta had some gross multivesicular bodies, and the pathological results indicated CHMCF. Eight 
weeks after surgery, no signs of postmolar gestational trophoblastic disease were apparent.

キーワード：胎児共存奇胎，胞状奇胎，hCG，胎盤の形態異常
Key words：�complete hydatidiform mole coexistent with a fetus, hydatidiform, hCG, 

form abnormality of the placenta
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緒　　　言

　胎児共存奇胎とは，妊娠中に胎児と胞状奇胎が同時に
認められる状態である。狭義の胎児共存奇胎は正常妊
娠と全胞状奇胎の二卵性双胎を指し，胎児共存全胞状
奇胎（CHMCF: complete hydatidiform mole coexistent 
with a fetus）と言われる１）。CHMCFの発生率は妊娠
の２万～10万に１人と言われ，妊娠中に不正性器出血
（70.5％），甲状腺機能亢進症（23.3％），妊娠高血圧症
候群（14.3％）などの母体合併症のリスクがある。合併
症による妊娠継続困難や子宮内胎児死亡などにより，生
産率は50％程度と言われている２）。
　一般的に胞状奇胎の異常に増殖した栄養膜からhuman 
chorionic gonadotropin（hCG）が多量に分泌されるた
め，CHMCFでは正常妊娠より血中hCGは異常高値とな
ることが多い。今回我々は，画像検査と血中hCG値推移
よりCHMCFとしては非典型的ではあったが，CHMCF
として妊娠分娩管理を行い，生児を得た胎児共存奇胎の
１例を経験したので報告する。

症　　　例

症例：37歳女性　２妊１産
既往歴：第１子妊娠時に妊娠糖尿病
家族歴：特記すべきことなし
現病歴：近医で続発性不妊のためクロミフェン刺激タイ
ミング療法で妊娠成立した。同院で妊娠管理され，当初
は膜性診断より二絨毛膜二羊膜双胎と診断されていた
が，一方の胎嚢に胎芽が確認出来ていなかった。妊娠糖
尿病の既往があったため前医紹介となり妊娠10週頃から
vanishing twinとして妊娠分娩管理されていたが，妊娠
14週頃に子宮内に水泡状の腫瘤像を認め，間葉性異形成

胎盤または胎児共存奇胎の疑いで精査目的に妊娠23週０
日に当院紹介となった。
　初診時の経腹超音波検査で，子宮後壁に筋層と明瞭
な境界のある嚢胞構造を認めた（図１）。カラードプラ
法で同部位に血流は認めず，また胎盤は子宮前壁に存
在しており，嚢胞構造との連続性は認めなかった。胎
児の推定体重は458 g（-1.1SD）であり，明らかな形態
異常は認めなかった。骨盤単純MRI検査では，前壁側
に正常胎盤を認め，後壁側に12×1.3 cmの多嚢胞構造
を認めた（図２）。正常胎盤と多嚢胞構造物は離れて存
在していることより，部分胞状奇胎や間葉性異形成胎
盤は否定的でCHMCFを疑った。多嚢胞構造と内子宮口
は２ cm以上離れていた。初診時血圧は111/�70 mmHg
と正常で，初診時の検体検査ではAST 13 U/�L，ALT 
10 U/�L，PT-INR 0.87，APTT 26.8秒，フィブリノー
ゲン 367 mg/�dl，Plt 30.9×10４/�μl，尿蛋白（－）
と肝機能異常や血液凝固障害，蛋白尿は認めなかっ
た。hCGは83,863 mIU/�mlと異常高値ではなく，TSH 
0.027 μIU/�ml，FT3 3.22 pg/�mlと甲状腺ホルモンは正
常範囲内だった。前医での妊娠初期検査は特記事項を認
めなかった。75 g糖負荷試験では空腹時 83 mg/�dl，１
時間値 89 mg/�dl，２時間値 139 mg/�dlで今回は妊娠糖
尿病の診断基準は満たさなかった。
　妊娠23週１日に性器出血と頻回の子宮収縮を認めた。
内診では子宮口は閉鎖，持続する出血はなく，経腟超音
波検査では子宮頸管長 35.1 mmと短縮はなく，内子宮
口付近に血腫は認めなかった。CHMCFを疑っており慎
重な経過フォローが必要と考えて入院管理を開始した。
入院後は新たな出血は認めなかった。通常，胞状奇胎
部分から多量のhCGが分泌されるためCHMCFでは血中
hCG値が異常高値となることが多いが，本症例では妊娠

図１　経腹超音波検査所見
子宮筋層と明瞭な境界のある嚢胞構造を認めた。

図２　骨盤MRI　T2強調画像
子宮前壁の正常胎盤（矢印），子宮後壁
部分に多嚢胞構造を認めた（円）。
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15週の血中hCG：235,163 mIU/�mlをピークに低下傾向
にあり，正常範囲内で経過した（図３）。画像検査，血
中hCGの推移より典型的ではないが，CHMCFを念頭に
置き，経過中の出血の再燃，妊娠高血圧症候群に留意し
ながら入院管理を継続した。妊娠25週０日より再度性器
出血を認め，自覚のある子宮収縮があったため，子宮収
縮抑制目的に10％硫酸マグネシウム10 ml/�hの投与を開
始した。分娩になる可能性を考慮して，児の肺成熟と頭
蓋内出血の予防のため妊娠25週２日からベタメタゾンリ
ン酸エステルナトリウム12 mg/�日を２日間投与した。
それ以降は性器出血はなかったが，妊娠25週０日の胎児
計測で582 g（-1.67SD）と胎児発育不全（FGR）が顕在
化し，妊娠26週２日に713 g（-1.67SD），妊娠27週３日
に721 g（-2.4SD）と胎児発育停止の可能性が示唆され
た。胎児心拍モニタリングでは変動一過性徐脈が散見さ
れた。妊娠27週３日の経腹超音波検査ではAFI 15 cmと
羊水過少はなかったが，妊娠26週２日と比べ臍帯動脈
のPI値が1.18から1.55と上昇しており，cerebroplacental 

ratioの1.26から1.18へと低下を認めており胎盤機能不全
の進行を疑った。当院新生児科医師とも相談の上，これ
以上の妊娠継続は児の状態悪化が懸念されることを本
人・家族に説明し，帝王切開術の同意が得られたため，
妊娠27週４日に帝王切開術を施行した（図３）。
　術中所見では，児の娩出後に胎盤はスムーズに娩出
された。児は体重 726 g（SGA）の男児で，アプガース
コア１分値７点（呼吸−１点，皮膚色−２点），５分値
８点（呼吸−１点，皮膚色−１点），臍帯動脈血液ガス
pH 7.248であった。外表奇形はなく，超音波検査でも明
らかな構造異常は認めなかった。早産児であり，呼吸
管理目的にNICUに入院した。児は日齢32に抜管し，日
齢121にNICUを退院となった。胎盤は重量 257 g，大き
さは12×12×1.5 cmで肉眼的に卵膜の一部に水泡状変化
を認めた（図４）。病理検査で卵膜の水泡状変化を認め
た部分は，形態異常を示す大小の絨毛がみられ，全周
性に栄養膜細胞の増生を伴ったものもあった。栄養膜
細胞の封入像や槽形成も散見された（図５）。胎盤は胞

図３　血中hCGと入院後経過
hCGは正常範囲内で経過した。妊娠23週１日に出血があり入院管理とした。妊娠25週に２日間出
血があり，硫酸マグネシウムとベタメタゾンリン酸エステルナトリウムを投与した。妊娠26週か
ら胎児計測で体重が１週間伸びず妊娠27週４日に帝王切開とした。

図４　胎盤　卵膜
Ａ：円で囲った卵膜に水泡状変化がみられた。
Ｂ：水泡状変化の拡大図
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状奇胎の所見を認めず正常胎盤だった。以上の所見か
らComplete hydatidiform mole coexistent with a fetus 
and subchorionitis; placenta and umbilicalと診断され
た。母の術後経過は問題なく，経腟超音波検査では子宮
内に嚢胞構造の遺残なども認めなかった。FGRの原因検
索のための母体血液検査では胎児感染症を疑う所見はな
く，母体の内科的合併症や喫煙歴，妊娠高血圧症候群も
なかった。また染色体検査はしていないが，出生後の児
は外表奇形がなく超音波検査でも明らかな構造異常は認
めなかったため，染色体異常の可能性は低いと考えた。
臍帯は中央付着だったが，胎盤が257ｇと小さかった。
SGA児では胎盤が小さいという報告があり３），胎盤が小
さかったことが本症例のFGRの原因と考えられた。
　退院後も高血圧症の出現や血液検査の異常はなく，血
中hCGは分娩後５週で2.0 mlU/�ml，９週で1.3 mIU/�ml未
満となり経過順調型４）と診断している。CHMCFでは単
胎の部分胞状奇胎や全胞状奇胎より続発性疾患の発生が
多いと言われており５），現在も慎重に外来で経過観察中

である。

考　　　案

　胎児共存奇胎とは，絨毛性疾患の１つである。妊娠中
に胎児と胞状奇胎が同時に認められる状態で，胎児を伴
う部分胞状奇胎と，正常胎児と全胞状奇胎を同時に認め
る場合がある。その内，正常妊娠と全胞状奇胎の二卵
性双胎はCHMCFと言われる１）。CHMCFの発生率は妊
娠の２万～10万に１人と言われ，部分胞状奇胎は三倍
体でほとんどが妊娠中期までに子宮内胎児死亡となる
が，CHMCFの胎児は正常核型で生児を得られる可能性
がある。しかし，妊娠中に不正性器出血（70.5％），甲
状腺機能亢進症（23.3％），妊娠高血圧症候群（14.3％）
などの母体合併症のリスクがあり，妊娠継続困難や子
宮内胎児死亡（40.1％）などにより，生産率は50％程度
と言われている２）。そのため，画像所見や妊娠経過から
CHMCFを疑った場合は慎重な管理が必要である。また
絨毛性疾患であるため奇胎娩出後に続発性疾患発症の可

図５　卵膜の水泡状変化を認めた部分の病理組織学的所見
HE染色：水腫様に腫大した絨毛と栄養膜細胞の増生を認
めた。

図６　CHMCF，PHM，間葉性異形成胎盤の鑑別
（文献１より引用改変）
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能性があり，数年間に亘って経過観察が必要である。
　本症例は，妊娠管理中に子宮内に水泡状の腫瘤像がみ
られ，鑑別として①全胞状奇胎と正常妊娠の二卵性双胎
（CHMCF）②胎児部分を伴う部分胞状奇胎③間葉性異
形成胎盤が挙げられた。①CHMCFは排卵誘発薬を使用
した不妊治療後の双胎妊娠で発症率が高く，CHMCF症
例のうち約25％という報告がある６）。特徴として胞状奇
胎部分は雄核発生の二倍体だが，胎児の染色体は正常で
生児が得られる可能性がある。超音波画像では，心拍の
ある胎児と胞状奇胎部分であるvesicular patternの構造
を同時に認める。多嚢胞構造に血流を認めることは少な
い。妊娠初期には多嚢胞構造が小さく見落とすこともあ
る。また，正常胎盤と胞状奇胎部分に明瞭な境界がみら
れ，臍帯は正常胎盤に付着する。胞状奇胎部分は妊娠前
半では正常胎盤より大きいが，徐々に相対的に小さくな
る７）。妊娠週数が進んだ症例など超音波検査での観察が
困難な場合はMRI検査が有用である。多嚢胞構造が子宮
内腔に充満し，子宮の増大がみられる８）。超音波画像と
同様に正常胎盤と胞状奇胎部分に明瞭な境界が認められ
る。筋層への浸潤は認めない。血液検査では胞状奇胎
の異常に増殖した栄養膜から多量のhCGが分泌されるた
め，血中hCGは異常高値となることが多く，診断時の中
央値は355,494 mIU/�ml（49,770−700,486 mIU/�ml）と報
告されている９）。②部分胞状奇胎は父２母１の三倍体で
あり，ほとんどが発育不全や大奇形を伴うため妊娠中期
までに子宮内胎児死亡となる症例が多い。また，正常胎
盤と嚢胞状構造に境界はなく一塊に描出される。血液
検査では，栄養膜細胞の増殖は全胞状奇胎よりも軽度だ
が血中hCGは高値となる。③間葉性異形成胎盤は，胎盤
の異常で発生率は0.02％と稀な疾患である10）。ゲノムイ
ンプリンティング障害が示唆されているが原因は不明で
ある。胎児は80％以上が正常核型で，約30％で子宮内胎
児発育不全，約20％で臍帯ヘルニア・巨舌・巨体を三主
徴とするBeckwith-Wiedemann syndrome（BWS）11）を
認める。画像所見では胎盤の腫大，嚢胞形成，血管の拡
張が認められる。カラードプラで嚢胞周囲に血管が見ら
れ，臍帯は異常な胎盤に付着する７）。栄養膜細胞の増殖
がないため血中hCGは正常～軽度高値である（図６）。
　本症例は排卵誘発によって妊娠成立し，膜性診断で二
絨毛膜二羊膜双胎と診断されていた。正常胎盤と水泡
性腫瘤の境界が明瞭で，胎児スクリーニング検査で明
らかな形態異常を認めなかった。血中hCG値は正常妊娠
の場合，妊娠９−12週の25,700−288,000 mIU/�mlをピー
クに低下する12）。一方で，CHMCFの血中hCG値の経
過については初診である妊娠13週に374,747 mIU/�ml，
以 降 妊 娠 継 続 と と も に 低 下 し ， 妊 娠 2 1 週 頃 に
159,420 mIU/�mlとなり妊娠29週頃は61,134 mIU/�mlと
なったと報告されている13）。今回の症例では血中hCG

値は妊娠15週の235,163 mIU/�mlをピークに妊娠20週で
107,932 mIU/�ml，分娩直前の妊娠27週で28,909 mIU/�ml
と低下しており，正常妊娠と同様の経過で推移した。
　水泡性腫瘤に血流を認めず，臍帯が付着している胎盤
は正常に見え，間葉性異形成胎盤は否定的だった。血
中hCG値が正常で，胞状奇胎部分と考えられる嚢胞構造
が限局しており，CHMCFとしては典型的な経過ではな
かった。しかし，正常胎盤と胞状奇胎の境界が明瞭な場
合はCHMCFの可能性が高いと言われており14），妊娠初
期経過と画像所見から本症例ではCHMCFを疑い，妊娠
高血圧症候群，性器出血，流早産に注意しながら管理を
行った。同様の経過を辿った症例報告はないため，詳細
は不明ではあるが，おそらく妊娠10週でvanishing twin
となったため，栄養膜細胞の増殖能力自体が低かったと
考えられた。
　CHMCFの生児獲得群では妊娠高血圧症候群や甲状腺
機能亢進症の発症が少なく，妊娠初期の血中hCG値が低
値（特に400,000 mIU/��ml未満）の群で妊娠継続や胎児
の状態が良好だったという報告15）や妊娠高血圧症候群
では有意に血中hCG値が高いという報告16）がある。ま
た，胞状奇胎が内子宮口を覆わない場合（非前置胞状奇
胎）は，前置胞状奇胎のように胞状奇胎からの炎症性サ
イトカインの産生による子宮頸管熟化がないため妊娠継
続が可能な症例が多く生児獲得率が87％と高いと報告さ
れている５）。本症例は血中hCG値が正常範囲内で，妊娠
高血圧症候群や甲状腺機能亢進症を認めず，胞状奇胎
が内子宮口から離れており，生児獲得が目指せる症例と
考えられた。しかし妊娠経過中はCHMCFの合併症とし
て多い性器出血が認められ，性器出血による局所の炎症
は早産のリスク２）を含んでいた。胞状奇胎と妊娠高血
圧症候群の発症機序は明らかではないが，母体の血管内
皮障害などにより妊娠高血圧症候群の症状を誘発する
soluble fms-like tyrosine kinase-1（sFlt-1）が，胞状奇
胎では母体血中や胎盤で上昇していると報告されてい
る�17）。血中hCGが異常高値でなくても子宮内に胞状奇胎
を疑う水泡状腫瘤を認めた場合は，CHMCFを鑑別に挙
げ，妊娠高血圧症候群や性器出血，流早産に留意した妊
娠管理が重要と考えられた。
　CHMCFでは侵入奇胎，絨毛癌といった続発性疾患発
症の可能性がある。胞状奇胎娩出後の管理は胞状奇胎の
子宮内遺残がないことを確認してから血中hCG値がカッ
トオフ値以下になるまでの一次管理と，一次管理終了後
からの血中hCG値による経過観察を行う二次管理とに分
けられる。一次管理では定期的に血中hCG値による経過
観察を行い，分娩後５週，８週，24週の判別線を下回れ
ば経過順調型，一時点でも上回れば経過非順調型と判
断する。妊娠継続期間と続発性疾患発症の間には相関
がないとされているが�１），発生頻度は部分胞状奇胎で約



100 Vol.72 No.1徳橋理紗・森田聡美・難波孝臣・塩田さあや・渡邊理史・上野晃子・松島幸生・川瀬史愛・山本寄人・小松淳子・南晋・林和俊

３％，全胞状奇胎で約12％�18），CHMCFでは34％という
報告があり２），CHMCFでは続発性疾患の発生頻度が高
く慎重な管理が必要である。
　本症例は病理診断でCHMCFと診断され，胞状奇胎娩
出後の管理が必要であった。血中hCG値は奇胎娩出後５
週の時点で判別線を下回り，奇胎娩出後９週の時点で血
中hCG値がカットオフ以下となり現時点では経過順調型
である。今後も二次管理として定期的な外来での経過観
察を行い，血中hCG値の上昇があれば続発性疾患を疑い
精査をする予定である。
　胞状奇胎娩出後の妊娠は血中hCG値が３～６カ月間
カットオフ値以下が続いてからが勧められ，それまで
は避妊を推奨している４）。hCGによる経過観察の終了
前（直前の妊娠から１−11カ月，平均6.3カ月）に妊娠
した場合でも，86.2％が生児を得られたと報告されて
いる�19）。しかし，CHMCF後妊娠で胞状奇胎の再発率が
１�−３％と高い20）こと，妊娠成立により血中hCG値が
上昇するため，続発性疾患の発見の遅れや，妊娠を続発
性疾患の発症と間違える可能性に注意が必要である。

結　　　語

　血中hCGが異常高値ではなくても，子宮内に水泡性腫
瘤を認めた場合は胎児共存奇胎を念頭において，周産期
合併症に留意した管理が重要と考えられた。

　本論文中に開示すべき利益相反はありません。
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盲端Gartner管嚢胞内に異所開口した尿管を伴ったHerlyn-Werner症候群の一例
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A case of Herlyn-Werner syndrome with an ectopic ureter opening into  
a blind Gartner’s duct cyst

Kengo Nakashima・Amami Imagawa・Hiroyo Nakashima・Go Takasu・Hiroo Kawano

１）�Department of Obstetrics and Gynecology, Yamaguchi Prefectural Welfare Federation of Agricultural 
Cooperatives, Nagato General Hospital

２）Department of Obstetrics and Gynecology, Yamaguchi University Graduate School of Medicine
３）Department of Basic Laboratory Sciences, Yamaguchi University Graduate School of Medicine

【目的】Herlyn-Werner症候群は双角子宮，子宮内腔に交通のあるGartner管嚢胞，それと同側の腎無形成を認める症候群で
あるが，発生学的に泌尿器系の奇形を合併することがあり，多くの亜型が存在する。今回我々は，幼少期の腎臓摘出既往が
ある患者で全腹腔鏡下子宮全摘術（TLH）をする際に，盲端Gartner管嚢胞内に異所開口した尿管を伴ったHerlyn-Werner
症候群の症例を経験したため報告する。【症例】49歳，５妊２産。５歳で水腎症と無機能腎の診断で右腎摘除術を施行され
た。34歳での妊娠時，双角子宮と骨盤内嚢胞を指摘された。46歳時に背部痛を主訴に当院内科を受診し，腹部造影CT検査を
施行したところ双角子宮と子宮頸部右側に嚢胞を認めたため，当科紹介受診となった。骨盤部単純MRI検査では双角子宮と
腟の右壁から腟内に突出した腫瘤を認め，Herlyn-Werner症候群の可能性が考えられた。子宮腺筋症による月経痛の増悪の
ためTLHの方針とした。術中，右の後腹膜腔を展開すると無機能尿管と思われる構造物を認め，それを尾側へ辿っていくと
右傍腟壁嚢胞へ連続していた。術中所見と病理学所見から盲端Gartner管嚢胞に異所開口した尿管を伴ったHerlyn-Werner症
候群との診断に至った。【考案】重複子宮，片側腎欠損を伴う先天性性器奇形はWunderlich症候群，OHVIRA症候群および
Herlyn-Werner症候群の３つに大別されるが，その亜型であったり，その他泌尿器系の奇形を合併したりすることがある。非
典型的な子宮腟奇形に遭遇した際は，あらゆる病態の想定をしておくことが術前説明や術中所見での術式決定に寄与すると
考えられる。

We report a case of Herlyn-Werner syndrome with an ectopic ureter opening into a blind Gartnerʼs duct 
cyst in a 49-year-old female who underwent right nephrectomy for hydronephrosis and a non-functioning 
kidney at age 5 years. At 46 years old, she visited our internal medicine department with a chief complaint 
of back pain. She underwent an abdominal contrast computed tomography scan, which revealed a bicornuate 
uterus and a cyst on the right side of the cervix; she was referred to our department for consultation. Herlyn-
Werner syndrome was suspected based on the magnetic resonance imaging results. Due to the exacerbation 
of menstrual pain caused by adenomyosis, the patient was referred for a total laparoscopic hysterectomy. The 
right retroperitoneal cavity was opened to reveal a structure that appeared to be a non-functioning ureter 
intraoperatively. Subsequently, the cyst was continuous with the right paravaginal wall cyst. Intraoperative 
and pathological findings led to a diagnosis of Herlyn-Werner syndrome with an ectopic ureter opening into 
a blind Gartnerʼs duct cyst. Congenital malformations with a double uterus and unilateral renal defects are 
broadly classified into Wunderlich, obstructed hemivagina and ipsilateral renal anomaly, and Herlyn-Werner 
syndromes. They may be atypical subtypes or complications of other urinary system malformations. When 
encountering an atypical uterine-vaginal malformation, assuming all possible pathologies contributes to 
preoperative explanations and intraoperative findings during surgical procedures. 

キーワード：Herlyn-Werner症候群，尿管異所開口，Gartner管嚢胞，全腹腔鏡下子宮全摘術
Key words：�Herlyn-Werner syndrome, ectopic ureter, Gartnerʼs duct cyst, total laparoscopic hysterectomy

緒　　　言

　Wunder l i ch症候群，Her lyn -Werner症候群，
OHVIRA症候群といった子宮奇形に腎欠損・奇形を伴

う症例は1870年代より報告が散見される１）-３）。これら
の症候群には亜型が存在したり，複雑な泌尿器奇形を合
併したりすることがある。今回我々は腎摘除既往がある
患者で，双角子宮と右腟壁嚢胞を認め，Herlyn-Werner
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症候群を疑い手術を施行したが，術中所見，病理所見か
ら最終的に盲端Gartner管嚢胞内に異所開口した尿管を
伴った非典型的なHerlyn-Werner症候群であったと考え
られた症例を経験したため，文献的考察を併せて報告す
る。

症　　　例

症例：49歳
主訴：背部痛
月経歴：初経 12歳，28日周期，整
妊娠分娩歴：５妊２産，２回帝王切開（骨盤位・既往），
３回自然流産。①右で流産，②左で帝王切開（骨盤位），
③左で流産，④右で流産，⑤右で帝王切開（既往・骨盤
位）
既往歴：５歳　水腎症による無機能腎の診断で右腎摘除
術
現病歴：34歳時に骨盤位に対し帝王切開を施行されてい
るが，妊娠経過時に双角子宮，経腟超音波検査にて右卵

巣腫瘍，腟鏡診にて腟壁腫瘍を指摘されていた。妊娠経
過中，腫瘍は２〜３ cmと明らかな増大はなかった。39
歳の妊娠時も指摘されていたが，産後は特に定期受診な
どはなかった。46歳時に背部痛を認め，当院内科を受診
した。造影CT検査を施行したが，内科疾患を疑う所見
は認めなかった。その際に双角子宮と子宮頸部右側に腫
瘤を認めたため精査目的に当科紹介受診となった。
身長：162 cm，体重：58 kg，BMI 22.1 kg/m2

検査所見：
内診・腟鏡診：腟壁右側より腟内に膨隆する柔らかい腫
瘍を認めた（図１）。圧痛は認めなかった。
経腟超音波検査：子宮頸部右側に３cm大の内部砂粒状
の腫瘤を認めた。卵巣とは連続性は不明瞭であった。
腹部〜骨盤部造影CT検査：右腎臓は摘除後で認めな
かった。重複下大静脈を認めた。子宮頸部右側には33×
45mm大の内部均一な濃度の腫瘤性病変を認めた。
骨盤部単純MRI検査：双角子宮を認めた。右側子宮体部
後壁は肥厚しており，子宮腺筋症を認めた。腟右側に
27×40mm大のT1WI，T2WIともに高信号な嚢胞性腫瘤
を認めた（図２）。両側とも明らかな卵巣は同定できな
かった。
初診時血液検査：
　WBC 5300/μl, Hb 14.0 g/dl, PLT 20.5 万 /μl, CRP 
0 mg/dl, Cre 0.7 mg/dl, BUN 14 mg/dl, eGFR 69.31, 
AST 20 U/l, ALT 18 U/l, T-bil 1.2 mg/dl, PT-INR 0.95, 
APTT 26.1sec, LDH 167 U/l, CEA 1.73 ng/ml, CA19-9 
3.0 U/ml, CA125 18.9 U/ml, SCC 0.7 ng/ml
受診後経過：
　MRIでは双角子宮と子宮頸部右側の血液貯留を疑う嚢
胞を認めた。嚢胞は腟壁に突出するように存在してお
り，腟鏡診でも腟内に突出する嚢胞が確認できた。さら
に幼少時に腎臓の異常があり摘除したという既往や診察図１　腟鏡診像

矢印：腟の右壁から腟内に突出した腫瘤を認めた。

図２　骨盤部単純MRI検査
ａ：T1強調脂肪抑制像　矢状断　　ｂ：T1強調像　水平断

矢印：傍腟壁嚢胞。T1強調像で高信号を認めた。
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所見からHerlyn-Werner症候群の可能性が考えられた。
手術も検討されたが，受診時に特に症状もなく，嚢胞の
著明な増大もないことから，一旦経過観察の方針となっ
た。その後，子宮腺筋症による月経痛の増悪傾向があ
り，手術を希望されたため当科紹介から３年目に全腹腔
鏡下子宮全摘術（TLH）の方針となった。
入院後経過：
　傍腟壁嚢胞が子宮内膜症性嚢胞であった場合の癒着も
考慮し，入院後に腸管前処置を行った上で，入院２日目
にTLHを施行した。腹腔内所見は，子宮は双角子宮で
あり，右側子宮に子宮腺筋症と思われる腫大を認めた
（図３）。両側卵巣は正常所見，子宮卵巣周囲の癒着は
なかった。右後腹膜腔を展開すると蠕動はないものの無
機能尿管と思われる構造物を認め，それを尾側へ辿って
いくと右傍腟壁嚢胞へ連続していた（図４）。嚢胞は膀
胱とも子宮とも交通は認めなかった。子宮の右前方の膀
胱脚の切断部の下方，膀胱子宮靭帯前層を展開したが，
通常では尿管がある場所には尿管の存在を認めなかっ

た。嚢胞を周囲組織から剥離している際に嚢胞が破綻
し，内容液は黄色透明漿液性〜粘液性で，内腔は平滑で
あった。右無機能尿管とともに嚢胞を摘出し，予定通り
子宮を摘出し，手術を終了した（図５）。
手術：出血量120ml　手術時間３時間10分
術後経過：
術後経過は良好で，術後４日目に当科を退院した。術後
病理組織診断は子宮筋腫，子宮腺筋症であった。摘出し
た嚢胞の組織像は移行上皮であり，免疫組織化学染色で
はCD10（+），Calretinin（-），GATA3（+），PAX8（+）
にてWolff管由来のGartner管嚢胞であると診断した（図
６）。嚢胞と連続性を認めた管状構造物も尿管に矛盾し
ない所見であった。術後１ヶ月目の受診では経過に問題
なく，終診とした。
　膀胱内の尿管開口の確認のため，泌尿器科にて膀胱鏡
検査を施行した。左尿管口は確認できたが，右尿管口は
確認できなかった。

図３　腹腔鏡所見
右側子宮は子宮腺筋症により腫大していた。右卵巣は正常外観で
あった。

図４　腹腔内の嚢胞周囲の所見
子宮とも膀胱とも連続しない嚢胞が腟の横に存在し，無機能尿管
が流入していた。

図５　摘出標本の写真
右側子宮は腫大し子宮腺筋症の所見を認めた。右尿管と傍腟壁嚢
胞を摘出した。
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考　　　案

　発生学的に尿路系と生殖器系はともに中胚葉由来であ
り，片方に奇形があるともう片方にも奇形が存在する可
能性は十分に考えられる。泌尿器の発生は多くの場合，
左右１対の腎臓と尿管の発生と，不対性の膀胱と尿道
の発生に分けられる。腎臓と尿管は中間中胚葉から発生
し，膀胱と尿道は内胚葉由来の尿生殖洞から発生する。
したがって泌尿器系の器官は最終的に２つの異なる胚葉
から発生し連結することにより泌尿器系統を確立してい
る。また，女性生殖器の発生で重要なMüller管は左右１
対からなり，互いに癒合して卵管，子宮，腟上部2/3に
分化する。Müller管の癒合はWolff管によって誘導される
ため，一側のWolff管の発育障害によって同側のMüller管
の癒合不全が生じ，様々な子宮腟奇形が発生する４）。
　子宮奇形と腎欠損などの尿路奇形を合併した症例は
以前から報告されており，いくつかの疾患概念が確
立されている。類縁３症候群としては，Wunderlich
症候群，Herlyn-Werner症候群，OHVIRA症候群があ
る１）-３）。Wunderlich症候群は重複子宮，片側子宮頸
部閉鎖，それと同側の腎無形成を認める状態であり，
Herlyn-Werner症候群は双角子宮，子宮内腔に交通のあ
るGartner管嚢胞，それと同側の腎無形成を認める。ま
た，OHVIRA症候群は重複子宮，重複腟の一側閉鎖，
閉鎖した腟と同側の腎無形成を認める５）。上記３症候群
の鑑別は画像検査のみでは困難な場合が多く，確定診断
は病理組織学的診断が重要となる。本症例は双角子宮と
傍腟壁の嚢胞を認めており，産科歴に左右どちらの子
宮にも妊娠経験があることからHerlyn-Werner症候群を
疑った。実際の腹腔鏡での所見では，腟壁嚢胞と思われ
たものは子宮とは連続せず，尿管と思われる管とそれに
連続した嚢胞であった。そして，病理学的診断上も，嚢
胞壁は移行上皮であり，免疫組織化学染色の結果からも

Wolff管由来のGartner管嚢胞と診断された。
　Gartner管嚢胞はWolff管の遺残が嚢胞化したもので，
成人女性の１%に見られる６）。通常は無症状だが，嚢胞
が大きくなると圧迫感や排尿困難の症状が出現する。有
症状のものは経腟的な穿刺や嚢胞摘出術を行うが７），嚢
胞が骨盤腔に突出するものは経腟アプローチではなく
本症例のように腹腔鏡下手術を行ったという報告もあ
る８）。また，Gartner管嚢胞内に尿管が異所開口するこ
とがある９）。尿管異所開口とは発生時の異常により膀胱
三角部以外の場所に尿管が開口する先天性疾患である。
発生時にWolff管から出る尿管芽が正常より頭側である
と，膀胱三角に取り込まれるのが遅れて異所開口とな
る。また尿管芽の位置異常は低形成もしくは異形成腎
の原因にもなる10）。日本における男女比は１：2.9と女
性に多く，女性患者の開口部位は腟開口が48%，尿道が
25%，腟前庭が20％とされる11）。Gartner管嚢胞への異
所開口は非常に稀で，報告は散見されるが詳しい頻度は
不明である。多くは排尿確立後の５歳ごろに持続する尿
失禁にて発見される。治療は，患側が単一尿管の場合は
無機能腎になっていることが多いため，基本は腎摘除で
ある。この際に残存尿管まで摘除するかは一定の見解は
ないが，残存尿管が感染源となるため尿管が摘除可能で
あれば後腹膜側もしくは経腟的な引き抜きをする方がよ
いとの報告もある12）。また，Gartner管嚢胞を合併した
尿管異所開口症例の中で，大きなGartner管嚢胞で開窓
術が容易に施行可能な症例では，所属腎摘除の際に同時
に嚢胞の開窓を行うのが良いとする報告もある13）。
　本症例は病歴，解剖学，病理学的に子宮や腟と交通の
ないGartner管嚢胞に尿管異所開口したHerlyn-Werner
症候群の亜型と診断した。前述の子宮奇形を伴う３症候
群に一致する腎奇形は主に腎欠損であるが，本症例にお
いては右腎臓を認めなかったものの，それは幼児期に腎
摘除を行ったからであり，腎摘除を行った理由は腹痛の

図６　病理所見
ａ：嚢胞の病理写真（HE染色×200）　ｂ：尿管の病理写真（HE染色×100）
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原因精査で水腎症と腎機能低下を認めたからということ
であった。本症例の既往手術は40年以上経過しているた
め手術記録が存在しない。５歳時の詳細な病態と経過は
推察に留まるが，おそらく盲端Gartner管嚢胞内に異所
開口した尿管があり，嚢胞からの尿の逆流により水腎症
を引き起こし，無機能化した腎臓のみの摘除が行われた
可能性が考えられた。尿管が腟と交通のあるGartner管
嚢胞に異所開口した場合は，腟からの持続性の尿失禁が
出現するが，本症例は腟との交通性はないため，尿失禁
は出現せず腹痛を契機に水腎症が診断されたということ
にも矛盾はしない。尿管とGartner管嚢胞は残存し，成
人になってからの検査と手術にて盲端Gartner管嚢胞内
に異所開口した尿管を合併したHerlyn-Werner症候群の
亜型であったと，病態の全容が明確になったものと考え
られた（図７）。
　子宮奇形は軽度なものを含めると高い頻度で遭遇する
が，多発奇形を伴う場合，正確な診断に辿り着くには知
識と経験を要する。本症例は術前からHerlyn-Werner症
候群の可能性は考慮されたが，右後腹膜腔の展開で無機
能尿管が嚢胞内に接続していることから術前予想とは異
なった結論に至った。また，術後の標本提出の際に解剖
学的な特徴を病理医へ伝えることが，病理学的診断にお
いても正確な診断への助けになると思われる。子宮腟奇
形に遭遇した際は，発生学的に泌尿器系の発生異常の併
発も考え，あらゆる病態の想定をしておくことが術前説
明や術中所見での術式決定に寄与すると考えられる。
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図７　本症例の模式図
双角子宮であり，右腟壁に異所開口した尿管を伴った盲端Gartner
管嚢胞を認める。
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悪性中皮腫は診断や治療に苦慮する場合が多く，予後不良な疾患である。悪性中皮腫のうち悪性胸膜中皮腫が80％を占める
のに対し，悪性腹膜中皮腫は10～20%を占める。腹腔内に発生する腫瘍としては稀だが，腹膜癌と治療が異なるため，診断の
際には鑑別が重要となる。今回，腹膜癌の疑いで診断的腹腔鏡手術を行い悪性腹膜中皮腫と診断した１例を経験したので報
告する。症例は77歳，腹部膨満感を主訴に近医を受診し，単純CT検査にて腹水および腹膜播種を疑う多数の腫瘤を認め，当
科へ紹介となった。腹膜癌を疑い，診断的腹腔鏡手術を施行した。大網の腫瘤を一部摘出し，術中迅速病理組織診断を行っ
たところ，粘液性癌であった。腹膜癌として非典型的な組織型であったため，化学療法を開始せず，永久病理組織診断の結
果を確認したところ，上皮型の悪性腹膜中皮腫であった。悪性腹膜中皮腫の原因のほとんどがアスベスト曝露であり，本邦
における発症のピークは2030年頃と見込まれているため，腹膜癌を疑った場合には，悪性腹膜中皮腫を鑑別診断の一つとし
て考え，診断的腹腔鏡手術による診断が有用である。

Malignant mesothelioma is often difficult to diagnose and treat and has a poor prognosis. Malignant pleural 
mesothelioma accounts for 80% of malignant mesotheliomas, whereas malignant peritoneal mesothelioma 
accounts for 10-20%. Although this tumor is relatively rare within the abdominal cavity, distinguishing 
malignant peritoneal mesothelioma from peritoneal cancer is of paramount importance, as the treatment 
strategies greatly differ. We report a case of malignant peritoneal mesothelioma diagnosed after diagnostic 
laparoscopic surgery for suspected peritoneal cancer. The patient, a 77-year old, was referred to our 
department after a simple computed tomography (CT) scan showed multiple masses with suspected ascites 
and peritoneal dissemination. Diagnostic laparoscopic surgery was performed for suspected peritoneal cancer. 
Part of the mass was removed, and intraoperative rapid histopathological diagnosis revealed mucinous 
carcinoma. Given that the histology was atypical for peritoneal cancer, chemotherapy was not initiated. 
Permanent histopathology confirmed the diagnosis of an epithelial-type malignant peritoneal mesothelioma. 
Since most of the causes of malignant peritoneal mesothelioma are asbestos exposure, and its peak incidence 
in Japan is expected to be around 2030, diagnostic laparoscopic surgery is useful when peritoneal cancer is 
suspected. This approach helps ensure the comprehensive consideration of malignant peritoneal mesothelioma 
as a potential differential diagnosis.

キーワード：悪性腹膜中皮腫，腹腔鏡手術，腹膜癌
Key words：�malignant peritoneal mesothelioma, laparoscopic surgery, peritoneal cancer
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緒　　　言

　悪性腹膜中皮腫は腹膜の中皮細胞に発生する稀な悪性
腫瘍で，診断や治療に苦慮する場合が多く，予後不良な
疾患である１）２）。悪性腹膜中皮腫の発生の原因は，ほと
んどがアスベスト曝露とされており，本邦における発症
のピークは2030年頃と見込まれている１）。悪性腹膜中皮
腫は腹膜癌と類似した臨床症状を呈するが，治療が異な
るため，正確な診断が重要となる。今回，腹膜癌の疑い
で診断的腹腔鏡手術を行い悪性腹膜中皮腫と診断した１
例を経験したので報告する。

症　　　例

患者：77歳，女性
妊娠分娩歴：３妊３産
主訴：腹部膨満感
既往歴：特記なし
家族歴：特記なし
職業歴：アスベスト曝露歴なし
現病歴：数ヶ月前より腹部膨満感を認め，徐々に増悪し
てきたことから，近医内科を受診した。経腹超音波検査
で，腹水の貯留を認め，体幹部単純CT検査で，腹水お
よび腹膜播種を疑う多数の腫瘤を認めたため，当科へ紹
介となった。
初診時現症：身長は145 cm，体重は38 kgであった。腹
部膨満を認め，臍部に２ cm大の腫瘤を認めた。

検査所見：経腟超音波検査では，子宮は萎縮し，子宮
内膜の肥厚を認めなかった。両側付属器の腫大を認め
ず，腹水の貯留を認めた。骨盤部造影MRI検査でも，子
宮や両側付属器に腫瘤を認めなかった。体幹部造影CT
検査では，左右の傍結腸溝に最大５ cm大の腫瘤を認め
（図１Ａ，Ｂ），大網はomental cake状の腫瘤を形成し
ていた。PET-CT検査では，腹膜播種を疑う腫瘤にFDG
の異常集積（SUV max＝8.8）を認めた（図１Ｃ，Ｄ）
が，原発巣を疑う所見はなかった。上下部消化管内視鏡
検査でも，原発巣となりうる腫瘍を認めなかった。以上
から腹膜癌を疑い，診断的腹腔鏡手術を施行した。腫瘍
マーカーに関して，CEA，CA19-9，CA125はいずれも
基準値範囲内であった。
手術所見：臍部に腫瘤を認めた（図２A）ため，全身麻
酔下に臍部より３ cm尾側にカメラポート５ mmを挿入
した。腹腔内を観察すると，黄色粘性の混濁した腹水
が約2000 ml貯留していた。大網はomental cakeを形成
していた（図２Ｂ）。横隔膜下面，胃壁，腸間膜には粟
粒大の白色の小結節が散在していた（図２Ｃ，Ｄ）。両
側付属器に腫瘍性病変を認めなかった（図２Ｅ，Ｆ）。
虫垂は癒着のため確認できなかった。Predictive index
は10/14点（omental cake: ２点，peritoneal carcinosis: 
２点，diaphragmatic carcinosis: ２点，mesenteric 
retraction: ２点，bowel infiltration: ２点，stomach 
infiltration: ０点，liver metastasis: ０点）であったた
め，PDS（primary debulking surgery）は困難と判断

図１　画像所見
（Ａ）造影CT：右傍結腸溝の腹膜播種を疑う腫瘤（矢頭）
（Ｂ）造影CT：左傍結腸溝の腹膜播種を疑う腫瘤（矢頭）
（Ｃ，Ｄ）PET-CT：腹膜播種を疑う腫瘤に一致したFDGの異常集積
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し，組織生検の方針とした。臍周囲の皮膚を切開し腫瘍
を摘出した。腫瘍を摘出後の臍部より腹腔内へアプロー
チし，直視下で大網の腫瘤を生検した。診断可能な組織
が採取できていることと，術後早期に化学療法を開始す
ることを目的に術中迅速病理組織診断に提出した。組織
型は粘液性癌であった。手術時間は67分，術中出血量は
35 gであった。
病理組織診断：Hematoxyrin Eosin（HE）染色では大網
および臍部の腫瘤に乳頭状ないし癒合管状構造を示し，
浸潤性に増殖する腫瘍を認めた（図３Ａ，Ｂ）。免疫組
織化学染色では悪性中皮腫の陽性マーカーとして用いら
れるcalretinin，WT-1，D2-40がいずれも陽性であった
（図３Ｃ，Ｄ，Ｅ）。漿液性癌との鑑別として用いたp53
の免疫組織化学染色は陽性細胞の割合が少なく，分布が
不均一であり漿液性癌は否定的であった（図３Ｆ）。以

上から，上皮型の悪性腹膜中皮腫と診断した。
術後経過：術後の経過は良好で術後４日目に退院した。
上皮型の悪性腹膜中皮腫に対して，当院のがん化学療
法科にて，術後20日目よりnivolumab（360 mg/body）
とipilimumab（１ mg/kg）の併用療法を施行した。重
篤な有害事象なく管理できたが，３サイクル施行後に
腹腔内腫瘤の増大を認めた。2nd lineとして，cisplatin
（75 mg/m2）とpemetrexed（500 mg/m2）の併用療
法に変更したところ，腹腔内腫瘤が縮小した。現在は
pemetrexed（500 mg/m2）単剤の維持療法に移行し，
病勢進行なく経過している。

考　　　案

　悪性中皮腫は，胸膜，腹膜，心膜，精巣鞘膜の中皮
細胞に発生する悪性腫瘍であり，胸膜が80～85％，腹

図２　手術所見
（Ａ）臍部の腫瘤（矢頭）
（Ｂ）大網：omental cakeを形成（矢頭）
（Ｃ）左横隔膜下面：粟粒大の白色の小結節が散在
（Ｄ）右横隔膜下面：粟粒大の白色の小結節が散在
（Ｅ）左付属器：腫瘍性病変なし
（Ｆ）右付属器：腫瘍性病変なし
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膜が10～15％，その他の部位での発生は１％以下であ
る�１）。悪性腹膜中皮腫の１年生存率は32.5%，３年生存
率は7.2%と極めて予後不良な疾患である２）。悪性胸膜中
皮腫の生存期間中央値7.9ヶ月（7.3～8.5ヶ月）に比較し，
悪性腹膜中皮腫は4.7ヶ月（3.8～5.7ヶ月）との報告もあ
り３），悪性中皮腫の中でも腹膜発生は予後不良である。
悪性腹膜中皮腫の男女比は４：３と男性に多く，平均年
齢は53.8歳である４）。悪性中皮腫の発生にはアスベスト
をはじめとする線維性鉱物のほか，生殖細胞系列におけ
るBAP1変異，慢性腹膜炎，トロトラストとの関連５）も
指摘されているが，ほとんどの原因はアスベスト曝露と
されている。また，悪性腹膜中皮腫において，アスベス
ト曝露歴を有する比率は悪性胸膜中皮腫よりも少ない
が，高濃度曝露との関連が報告されている２）。アスベス
ト曝露から25年～50年の潜伏期間を経て発症するため，

本邦における発症のピークは2030年頃と見込まれてい
る�１）。本症例ではアスベストの曝露歴はなかった。
　悪性腹膜中皮腫に特異的な臨床症状はなく，腹部膨
満，腹痛，腹部腫瘤，食欲不振などの身体所見が認めら
れる２）。腫瘍マーカーは，CA125，AFP，CEAが高値
を示す症例が報告されているが，いずれも感度は低く，
疾患特異的な腫瘍マーカーが存在しない６）。CT検査な
どの画像所見では，腹水貯留や壁側腹膜，腸間膜，大網
などに結節状の肥厚が認められ，充実性腫瘤像や周囲臓
器への直接浸潤が疑われる所見を呈することがある７）。
腹膜癌や卵巣癌の腹膜播種，結核性腹膜炎でも同様の所
見を示すため，悪性腹膜中皮腫を画像所見から診断する
ことは困難である８）。
　本症例の画像検査では多数の腹膜播種を疑う腫瘤を認
めるものの，付属器に腫大がなく，明らかな原発巣を認

図３　切除標本病理組織所見
（Ａ）大網：乳頭状構造を示し，浸潤性に増殖（HE染色×200）
（Ｂ）臍部皮膚：癒合管状ないし充実胞巣状構造（HE染色×200）
（Ｃ）大網：Calretinin陽性（×200）
（Ｄ）大網：WT-1陽性（×200）
（Ｅ）大網：D2-40陽性（×200）
（Ｆ）大網：p53部分陽性（×200）
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めないことから，腹膜癌を考えた。近年，腹膜癌の治療
戦略として，PDSが困難な症例ではNAC（neoadjuvant 
chemotherapy）＋IDS（interval debulking surgery）が
有用とされている。当科では，PDSが困難で病状が進行
した症例に対して，診断的腹腔鏡手術による組織採取お
よび術中迅速病理組織診断を施行している。診断的腹腔
鏡手術は開腹手術と比較して低侵襲であり，出血量が少
なく，手術時間や入院期間が短縮し，術後より早期に化
学療法が開始できる利点がある９）。一方，婦人科悪性腫
瘍に対して腹腔鏡手術を行った場合，ポート部位への再
発率は2.3％であるが，腹水を伴う卵巣癌および腹膜癌
に対しては50％の確率で発生するという報告がある10）。
悪性中皮腫では手術創に沿って播種病変を形成すること
があり，特に悪性胸膜中皮腫に対して胸腔鏡手術を行っ
た場合のポート部位への再発率は43％と報告されている
ため11），悪性腹膜中皮腫においても注意が必要である。
腹膜播種により腹壁と消化管が癒着している場合には，
第１ポートを挿入する際の腸管損傷等にも注意が必要で
ある12）。術中迅速病理組織診断は，術中の術式変更や治
療方針変更の判断に有用である。診断的腹腔鏡手術の際
には，原発巣の確認や，遺伝子検査も含めた診断可能な
組織量が採取できていることの確認を目的とする。本症
例では，腹水による腹部膨満も強く，早期の治療介入が
必要な状態と判断し，診断的腹腔鏡手術による組織採取
と術中迅速病理組織診断を施行した。悪性腹膜中皮腫で
は腹腔内でびまん性もしくは集簇した白色の小結節を多
数認め，混濁した腹水が存在することが報告されてお
り�13），本症例も同様の所見を認めた。術中迅速病理組織
診断の結果は粘液性癌であり，腹膜癌としては非典型的
であった。腹膜癌以外の疾患の可能性を考慮し，永久病
理組織診断の結果を確認した後に，化学療法を選択する
方針とした。術中迅速病理診断は，実施可能な施設が限
られ，また時間的な制約によって切片の作成方法や検索
範囲が限られるため，本症例のように診断が難しい場合
もある。特に悪性中皮腫に対する迅速凍結切片での診断
は正診率が84％に留まるため，迅速凍結切片での確定診
断を行わないことが推奨されている１）。また，悪性腹膜
中皮腫の診断における腹水細胞診が有用とされているも
のの，正診率は12.5％と低い４）。原発巣が不明な腹膜播
種病変を疑う場合には，悪性腹膜中皮腫の可能性も含
め，適切な治療戦略を選択する上で組織採取を目的とし
た診断的腹腔鏡手術は有用であると考える。
　悪性腹膜中皮腫の組織型分類は悪性胸膜中皮腫と同様
で，上皮型・肉腫型・二相型に分類され，診断には免疫
組織化学染色が必須である。本症例のような上皮型の悪
性腹膜中皮腫はHE染色で乳頭状増殖や充実性増殖など
腺癌に類似した所見を示し，漿液性癌との鑑別が重要で
ある。悪性中皮腫の陽性マーカーとしてはcalretinin，

D2-40，WT-1などが挙げられる14）。CalretininとD2-40
は，漿液性癌の10～30％で陽性となるのに対して，上皮
型の悪性腹膜中皮腫で90％以上が陽性となるため鑑別に
有用である。一方でWT-1は，上皮型の悪性腹膜中皮腫
の90％以上が陽性となるが，漿液性癌でも83～100％が
陽性となるため注意が必要である15）。中皮腫の陰性マー
カーとしてはMOC-31，BerEP4，CD15などが挙げられ
る15）。上皮型の悪性腹膜中皮腫の診断には，複数のマー
カーを組み合わせて行う。本症例では，術中迅速病理組
織診断で悪性中皮腫の診断に至らず，永久病理組織診断
のHE染色から上皮型の悪性腹膜中皮腫を疑った。免疫
組織化学染色でcalretinin，D2-40，WT-1のすべてが陽
性であり，上皮型の悪性腹膜中皮腫として矛盾しない所
見であった。また，p53は部分的に陽性であり，漿液性
癌は否定的であった。
　悪性胸膜中皮腫と異なり，悪性腹膜中皮腫の標準的
治療法に確立されたものはなく，悪性胸膜中皮腫に準
じてcisplatinとの併用療法が行われていた２）。近年，
免疫チェックポイント阻害薬を用いたnivolumabと
ipilimumabの併用療法が標準的な化学療法（cisplatin
とpemetrexedの併用療法）よりも全生存期間を４ヶ
月延長し，安全性プロファイルが同程度であったと報
告された16）。本症例では初回治療としてnivolumabと
ipilimumabの併用療法を選択したが，治療効果を認め
なかった。2nd lineは従来の薬剤を選択し，cisplatinと
pemetrexedの併用療法を行ったところ奏効した。現在
はpemetrexed単剤の維持療法に移行できている。悪性
腹膜中皮腫の予後は不良だが，本症例のように治療が奏
効する場合があるため，診断は重要である。

結　　　語

　今回，我々は腹膜癌を念頭において診断的腹腔鏡手術
を行い，悪性腹膜中皮腫の診断に至った症例を経験し
た。悪性腹膜中皮腫は稀であるが，今後増加が予想され
ている。腹腔内に多数の腫瘤があり，明らかな原発巣を
認めない場合には悪性腹膜中皮腫を鑑別疾患の一つとし
て考え，診断的腹腔鏡手術による診断が有用である。
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子宮腺筋症を背景とした過多月経による高度貧血に対して 
EP製剤を使用し，血栓症を合併した一例

篠㟢真里奈・兼森　美帆・髙原　悦子・早田　桂・青江　尚志

福山市民病院　産婦人科

A case of venous thromboembolism treated with Estrogen Progesterone for severe 
anemia due to hypermenorrhea

Marina Shinozaki・Miho Kanemori・Etsuko Takahara・Kei Hayata・Hisashi Aoe

Department of Obstetrics and Gynecology, Fukuyama City Hospital

【緒言】子宮腺筋症は子宮筋層内に異所性子宮内膜症組織を認める疾患で，主症状は月経困難症と過多月経である。当院に
て経験した過多月経による高度貧血に対してEP製剤を使用し，VTEを来たし，治療に難渋した症例を報告する。
【症例】46歳，１妊１産。既往歴に特記事項なし。以前より下腹部腫瘤感あるも放置していた。18日間の月経持続のため，前
医を受診した。超音波断層法で子宮腺筋症が疑われ，Hb 3.5g/dLであった。プラノバール®錠と鉄剤の処方で帰宅となった。
６日後より右下肢浮腫が出現し歩行困難となり，前医を受診し柴苓湯が処方された。前医初診から16日後に症状増悪のため
精査加療目的に当院へ外来紹介となった。採血ではHb 4.8g/dL，D-dimer 14μg/mLであり，下肢超音波断層法にて右DVT，
造影CTにて両側PEを認めた。循環器内科に紹介し同日入院の上，RBC４単位輸血，下大静脈（IVC）フィルター留置を施行
した。第３病日よりヘパリンナトリウムにて抗凝固療法が開始となった。第10病日に腹式単純子宮全摘＋両側卵管切除術を
施行し，病理結果は子宮腺筋症であった。第12病日よりヘパリンナトリウムからリクシアナ®内服に変更した。第18病日の造
影CTではIVCフィルターに多量に血栓付着があり，左大腿DVTが増悪し，左PEは増悪していた。第19病日に輸血併用で，
フィルターの血栓を除去した後にIVCフィルターを除去し，第22病日に退院となった。退院後１か月でD-dimerが正常値とな
り，３か月後の両側下肢超音波断層法では血栓は認めず，６か月後にリクシアナ®内服を中止し，８か月後に循環器内科は終
診となった。現在までに血栓症の再発は認めていない。
【考案】子宮腺筋症に伴う過多月経や高度貧血の際にも血栓が起こる可能性を考慮し，EP製剤は慎重に投与する必要がある
ことを再認識した。

Adenomyosis is an ectopic endometriotic tissue within the myometrium, with cardinal symptoms including 
dysmenorrhea and hypermenorrhea. Here, we report a case of venous thromboembolism treated with 
Estrogen Progesterone for severe anemia due to hypermenorrhea. 
A 46-year-old para 1 woman presented to her previous doctor with hypermenorrhea and a lower abdominal 
mass; adenomyosis was suspected. She revisited the doctor 6 days later for a swollen right leg and was 
referred to us 10 days later. Investigation revealed hemoglobin 4.8g/dL, platelet 46.7×103/μL, D-dimer 
14μg/mL, deep vein thrombosis in the right leg, and bilateral pulmonary embolism. At our cardiology 
department, she underwent a transfusion, and an inferior vena cava (IVC) filter was placed. Anticoagulant 
therapy with heparin was initiated on day 3. A hysterectomy was performed on day 10, and the pathological 
results showed adenomyosis. The anticoagulant was switched from heparin to edoxaban. The IVC filter was 
removed after the transfusion of a large number of thrombi on day 19. The patient was discharged on day 22. 
The D-dimer became negative a month later, and the thrombus disappeared 4 months later. Edoxaban was 
discontinued 7 months later, and the Cardiology consultation finished 9 months later with annual examinations.
We reconfirmed the importance of considering the possibility of thrombosis even in cases of severe anemia.

キーワード：子宮腺筋症，高度貧血，EP製剤，静脈血栓塞栓症
Key words：�adenomyosis, severe anemia, Estrogen Progesterone, venous thromboembolism

緒　　　言

　子宮腺筋症は子宮筋層内に異所性子宮内膜症組織を
認める疾患であり，主症状は月経困難症と過多月経で
ある。性成熟期から更年期にかけて好発し，40歳代に

ピークがある１）。またEstrogen Progesterone（EP）製
剤を服用することで血栓症の一種である静脈血栓塞栓症
（Venous thrombosis: VTE）のリスクが高くなること
が知られている。今回，子宮腺筋症による高度な鉄欠乏
性貧血に対してEP製剤服用後にVTEを来たし，治療に



116 Vol.72 No.1篠﨑真里奈・兼森　美帆・髙原　悦子・早田　桂・青江　尚志

難渋した症例を経験したので，子宮腺筋症とVTE，EP
製剤とVTEの発症リスクに関して報告する。

症　　　例

患者：46歳，１妊１産
主訴：過多月経
既往歴：特記事項なし
家族歴：特記事項なし
現病歴：
　以前より下腹部腫瘤と過多月経を自覚するも放置して
いた。18日間月経が持続し，ふらつきを認めるように
なったため前医を受診した。外診では臍高さまで腫瘤
を触知し，超音波断層法で100×134×124mmに腫大す
る子宮を認め，子宮腺筋症が疑われた。Hb 3.5g/dL, Ht 
19.4％, Fe ９μg/dLであった。プラノバール®錠12日分
と鉄剤を処方され帰宅し，同日より服薬を開始した。子
宮頸部，内膜の細胞診では異常所見はなかったが，内膜
組織診では複雑型子宮内膜増殖症の指摘があった。前医
受診６日後より右下肢浮腫が出現し，12日後に歩行困難
となったため前医を再診したところ，柴苓湯と鉄剤が追
加処方され，自宅での経過観察となった。13日後に性器
出血はいったん止まったが，15日後から再出現した。16
日後に自力での歩行が不可能となったため精査加療目的
に当科へ外来紹介となった。
初診時現症：
　身長155.7cm，体重68.8kg，BMI 28.4，体温37.0℃，血
圧133/75mmHg，脈拍82/分・整，SpO2：98％（室内気）
右下肢浮腫著明　自力歩行が不可能であった。
血液検査：Hb 4.8g/dL，Hct 19.4％，Plt 46.7×103/μL，
D-dimer 14μg/mL（他値は表１参照）
胸部X線検査：心胸郭比52％
12誘導心電図：心拍数88/分，特記所見なし
下肢超音波断層法検査：右大腿静脈から膝窩静脈に血栓
あり
胸部～骨盤部・下肢造影 computed tomography

（CT）：両肺動脈に血栓像を認めた（図１Ａ−Ｄ）。骨
盤腔内に子宮腺筋症で長径17cmに腫大した子宮を認め
（図１Ｅ），右膝窩静脈に血栓像を認めた（図１Ｆ）。
受診後経過：
　即日入院として照射赤血球液（RBC）４単位を輸血
した。次いで循環器内科に紹介し，下大静脈（Inferior 
Vena Cava: IVC）フィルターを留置した。第３病日よ
りヘパリンナトリウム（２万単位/日）で抗凝固療法
を開始したが，持続する性器出血のためHbが６g/dL
台から上昇しなかった。第６病日にRBC４単位を輸血
後，造影CTを撮像したところ肺塞栓症（Pulmonary 
Embolism: PE）は縮小傾向だが，新たに左大腿静脈に
深部静脈血栓症（Deep Vein Thrombosis: DVT）を認
めた（図２Ａ・Ｂ）。第８病日の採血ではHb 8.4g/dLま
で上昇したが，再度多量性器出血が起こる可能性を考慮
して第10病日に腹式単純子宮全摘と両側卵管切除術を施
行した。手術は１時間37分で終了し，摘出重量は子宮と
両側卵管併せて1620g（図３Ａ），術中出血量は100gで

表１　初診時採血
図１　初診時の造影CT

Ａ：胸部横断像　　Ｂ：冠状断像　左側PEを認めた。
Ｃ：胸部横断像　　Ｄ：冠状断像　右側PEを認めた。
Ｅ：腹部矢状断像　�骨盤腔内に子宮腺筋症による長径17cm大に腫

大した子宮を認めた。
Ｆ：下肢横断像　右膝窩静脈に血栓像を認めた。

図２　第６病日の造影CT
Ａ：腹部横断像　
Ｂ：腹部冠状断像　左大腿静脈にDVTを認めた。



2023年 117子宮腺筋症を背景とした過多月経による高度貧血に対してEP製剤を使用し，血栓症を合併した一例

あった。病理結果は子宮腺筋症であった（図３Ｂ・Ｃ）。
第12病日よりヘパリンナトリウムからリクシアナ®内服
に変更した。第18病日の採血でHb 8.9g/dL，D-dimer 
6.4μg/mLのため再度造影CTを撮像したところ，IVC
フィルターに多量の血栓付着を認めた（図４Ｃ・Ｄ）。
また，左大腿静脈のDVTは増悪しており（図４Ｅ・Ｆ），
右肺動脈のPEは軽快していたが，左肺動脈のPEは増悪
していた（図４Ａ・Ｂ）。循環器内科と協議し，IVCフィ
ルターをこのまま留置することで塞栓による心停止を生
じる可能性があること，１か月以上にわたりフィルター
留置した場合はフィルター内血栓の器質化が起こり，
フィルター抜去時に塞栓死亡の可能性があること，フィ

ルター抜去する場合も直接経口抗凝固薬（direct oral 
anticoagulants: DOAC）に加えてヘパリンを併用するた
め，通常よりも出血リスクが高いことを本人と家族へ説
明した上で，フィルター抜去を行った。第19病日にRBC
２単位を輸血し，フィルターに付着した血栓を吸引除去
した後にIVCフィルターを除去した（図５）。第20病日
にはD-dimer 5.5μg/mLに下降し，全身状態が安定した
ため，第22病日に退院した。退院後１か月にはD-dimer
が陰性化し，３か月後の両側下肢超音波断層法では血
栓は認めなかった。６か月後にリクシアナ®内服を中止
し，８か月後に循環器内科終診となった。治療から４年
経過し，血栓症の再発は認めていない。

考　　　案

　今回，子宮腺筋症に伴う過多月経により高度な鉄欠乏
性貧血を来たしていたが，血栓症を生じた症例を経験し
た。本症例は２つの臨床的示唆を与えた。１つ目は子宮
腺筋症自体が血栓のリスクであること，２つ目は過多月
経による高度な鉄欠乏性貧血を来たした場合，鉄が欠乏
することが血栓症のリスクであり，さらに緊急止血目的
としてEP製剤を用いる場合もあるが，高度の鉄欠乏性
貧血の患者にEP製剤を使用した場合，VTEのリスクは
高まる可能性があることである。
　子宮腺筋症は，子宮筋層内に異所性子宮内膜組織を認

図３　摘出検体
Ａ：検体写真　子宮前壁切開を施行した子宮と両側卵管
Ｂ・Ｃ：摘出子宮の病理　HE染色
Ｂ：�弱拡大（×20）正常な子宮内膜の所見であり，内膜増殖症は同定できなかった。
Ｃ：�弱拡大（×40）子宮筋層内に内膜腺と間質細胞からなる子宮内膜組織が異所性にみられる。

図４　第18病日の造影CT
Ａ：胸部横断像　　
Ｂ：冠状断像　左PEが増大していた。
Ｃ：腹部横断像　　
Ｄ：冠状断像　IVCフィルターに多量の血栓付着があった。
Ｅ：腹部横断像　　
Ｆ：冠状断像　左大腿静脈のDVTが増悪していた。

図５　左：回収したIVCフィルター
　　　右：IVCフィルターに付着していた血栓
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める疾患であり１），主症状としては月経困難症や過多月
経であるが，大きな子宮腺筋症の場合は子宮腫大による
圧迫症状もある。血栓との関連に関しては，腫大した子
宮が総腸骨静脈から外腸骨静脈を圧迫し，血流が鬱滞し
てしまうことは知られているが，本症例でも腫大した
子宮による血流の鬱滞が既に起こっていた可能性は考
えられる。けれども過去には静脈圧迫のない子宮腺筋
症のDVT報告が３例あり，子宮腺筋症そのものがDVT
のリスクとなる可能性も指摘されている２）。子宮腺筋症
では月経中にDICには至らないまでも，トロンビンアン
チトロンビン複合体（TAT）やplasminogen activator 
inhibitor 1（PAI-1），FDP-D-dimer（FDP-DD）が上昇
し，凝固系が亢進した報告もある３）。この原因はいまだ
十分には解明されてはいないが，機序の一つとして組
織因子（tissue factor: TF）の関与がある。子宮腺筋症
の症例では，子宮内膜におけるTFの発現が，正常子宮
の子宮内膜に比較して上昇していることが報告されて
いる４）。さらに血栓症の頻度の高い卵巣明細胞癌におい
ても組織中のTF濃度が高値を示すことが報告されてお
り，TFが凝固のカスケードを活性化させて慢性的な凝
固亢進能状態を引き起こし，血栓傾向を助長する可能性
が指摘されている５）。
　本症例では高度の鉄欠乏性貧血を来たしていたが，鉄
欠乏性貧血は月経のある女性の30％にみられるといわれ
ている６）。鉄欠乏性貧血が凝固系の亢進をもたらす機序
として以下の可能性が指摘されている。１つ目は血小板
の増加である。鉄は血小板新生の抑制因子として知られ
ており，鉄が欠乏すると血小板が新生される他，貧血に
対してエリスロポエチンの濃度が上昇していることが血
小板新生を促進しているとの報告もある７）。２つ目は小
球性赤血球の形成である。鉄欠乏により小球性赤血球が
形成されるが，小球性赤血球は変形しにくく粘性が高い
ため，血行動態に影響して血管内凝固が起こりやすくな
る８）。
　また，過多月経を含む子宮異常出血の治療としてEP
製剤の投与はよく見られる治療法だが，エストロゲンに
は血液凝固作用があり，体内の水分が不足することで脱
水症状を起こした場合に血液が濃縮されて血栓症のリス
クが高まってしまうため，使用に関して考慮しなければ
ならない点がいくつかある。EP製剤投与時のVTEのリ
スクは年齢とともに上昇し，15〜19歳のVTEリスクを
１とすると，45〜49歳では6.53（5.43～7.99）となる９）

という報告もある。そのため，40歳以上は慎重投与とさ
れており，50歳以上では禁忌とされている10）。またEP
製剤に含まれるEE（エチニルエストラジオール）が30
μgの場合のVTEのリスクを1.0とすると，50μgのEEで
は1.9と有意に高くなる11）。
　本症例の患者年齢は46歳であり，さらにBMI28.4のた

め１度肥満という慎重投与に該当していた。また前医初
診時Hb 3.5g/dL，Fe ９μg/dLと高度の鉄欠乏性貧血状
態であり，凝固能が容易に亢進しうる状態であった。前
医初診から一週間後に右下肢浮腫が出現していたが，
EP製剤は内服開始後３か月以内が血栓形成のリスクが
高いことも知られている12・13）。本症例では，内服開始後
12日で歩行困難を認め，日常とは異なる生活環境に晒さ
れていたことから，この時点でDVTを発症していた可
能性は高く，血栓症を疑い精査を行うことも必要と考え
る。著者が文献検索をした範囲では内服開始後10日程度
でDVTの診断に至った症例報告は認めなかったが，本
症例の様に短期間の使用でもDVTを発症しうることを
念頭に置いた治療を行う必要があるだろう。
　本症例におけるVTEの原因は，原疾患が子宮腺筋症
であったこと，子宮の腫大により総腸骨静脈や外腸骨静
脈が圧迫されたこと，鉄欠乏性貧血，EP製剤の内服，
肥満が挙げられる。

結　　　語

　子宮腺筋症による鉄欠乏性貧血に対してEP製剤を投
与し，重篤な血栓症を発症した症例を経験した。子宮腺
筋症は腫大による静脈圧迫だけではなく，子宮腺筋症自
体で凝固能が亢進してVTEを形成しうることや，高度
な貧血でも血栓が起こる可能性，患者の体格も考慮し，
薬剤選択をする必要があると再確認した。
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外尿道口周囲の病変を契機に見つかった尿道・膀胱内尖圭コンジローマの１例
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A case of urethral and bladder condyloma acuminatum detected at the urethral meatus

Waka Takata １）・Kayo Taniguchi １）・Shoko Hashimoto １）・Chiaki Izumiya １）

Takahira Kuno ２）・Keishi Inoue ３）・Nagamasa Maeda １）
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尖圭コンジローマの多くはヒト乳頭腫ウイルス（Human papilloma virus: HPV）６型，11型に起因し，外性器，肛門周囲，
外尿道口に好発する。一方，尿道および膀胱内に発生することは稀とされている。今回，外尿道口周囲の病変を契機に見つ
かった尿道・膀胱内尖圭コンジローマの１例を経験したので報告する。症例は19歳女性，未妊。摂食障害で当院精神科入院
中に，他院での梅毒，淋菌，性器クラミジア感染症治療後の治療効果判定を目的とし精神科より当科紹介受診した。前述の
感染症は陰性化していたが，外尿道口を中心に小陰唇，腟壁，子宮腟部に広範囲に乳頭状腫瘤を認め，視診から尖圭コンジ
ローマを疑った。子宮頸部細胞診はLSIL，子宮頸部コルポスコピー下生検はCIN1，HPV18，52，58型が陽性であった。外尿
道口周囲の病変と尿勢低下を認めたため泌尿器科にて尿道膀胱鏡を施行し，尿道および膀胱内に多発するコンジローマを認
めた。尿細胞診は陰性であった。診断及び治療として腟壁，子宮腟部，外尿道口，尿道内，膀胱内病変に対して外科的切除
及びレーザー蒸散術を施行した。術後病理組織診断は尖圭コンジローマであった。小陰唇の病変は広範囲のため外科的治療
はせず，イミキモドクリームを16週間塗布し著明に縮小した。尿道内，膀胱内は術後２か月で再発が見られたが，尖圭コン
ジローマ再発による自覚症状はなく，精神科治療に伴い精神状態及び栄養状態は改善傾向であったため，自然治癒を期待し
て積極的な治療は行わず再発から５か月後に自然治癒した。外尿道口周囲に尖圭コンジローマがある場合，尿道，膀胱内尖
圭コンジローマの可能性を念頭においた対応が必要である。 

Condyloma acuminatum is mostly caused by human papillomavirus types 6 and 11 and is predominantly 
found in the external genitalia, perianal area, and urethral meatus. However, its occurrence in the urethra 
and bladder is rare. Here, we report a case of condyloma acuminatum in the urethra and bladder that 
was discovered as a result of a lesion around the urethral meatus. The patient was a 19-year-old female. 
Widespread papillary masses were observed in the urethral meatus, labia minora, vaginal wall, and cervix, 
and condyloma acuminatum was suspected. Cystoscopy revealed multiple condylomas in the urethra and 
the bladder. The diagnosis and treatment included surgical excision and laser transpiration of lesions in the 
vaginal wall, cervix, urethra, and bladder. Labia minora lesions were treated with imiquimod cream. When 
condyloma acuminatum is present around the urethral meatus, its presence in the urethra and bladder should 
be considered.

キーワード：尿道・膀胱内尖圭コンジローマ，外尿道口
Key words：�condyloma acuminatum of the urinary, urethral meatus 

緒　　　言

　尖圭コンジローマはHPVの中で主に６型，11型の感
染によって発症し，外性器，肛門周囲，外尿道口に好発
する１）。一方，尿道や膀胱内に発生することは稀とされ
ている２）。今回，外尿道口周囲の病変を契機に見つかっ
た尿道・膀胱内尖圭コンジローマの１例を経験したので
報告する。 

 
症　　　例 

【患者】19歳　未経妊 
【主訴】性感染症治療後の効果判定目的 
【月経歴】初経12歳　月経周期不整
【既往歴】摂食障害 
【家族歴】特記なし 
【現病歴】元々Commercial sex workerで，他院で梅毒, 



122 Vol.72 No.1高田　和香・谷口　佳代・橋元　粧子・泉谷　知明・久野　貴平・井上　啓史・前田　長正

淋菌，性器クラミジア感染症の治療を受けたが，通院を
自己中断していた。その後，摂食障害悪化のため当院精
神科に入院となった。上記感染症の治療後の効果判定目
的に精神科より当科紹介受診となった。 
【初診時現症】 
身体所見：身長；158cm，体重；44kg，BMI；17.6，血圧；
81/66mmHg，脈拍数；45回/分 
口腔咽頭内所見：粘膜に発赤や発疹なし，明らかな乳頭
状病変なし 
【診察所見】小陰唇から腟前庭，腟壁，子宮腟部，外尿
道口周囲に広範囲に乳頭状腫瘤あり（図１）。 
内診および経腟超音波検査：子宮と両側付属器に異常所
見なし。 
【検査所見】 
血液生化学検査：RBC 406×10４/μL，Ht 36.2%，Hb 
12.3g/dL PLT 37.5×10４/μL，WBC 8600/μL，TP 
6.7g/�dL，GLU 101mg/dL Alb 2.9g/dL，ALT 8U/L，
AST 19U/L，CRE 0.46mg/dL，BUN 4.0mg/dL，Na 
138mmol/L，K 3.2mmol/L，CL 100mmol/L 
梅毒血清反応：RPR 法（定性） 陽性，RPR 法（定量） 
7.5R.U.（前医 72.8R.U.）治癒状態と判定
子宮頸管内分泌物中の淋菌・クラミジアトラコマティス
抗原 陰性
ウイルス検査：HIV 抗原/抗体 0.2C.O.I，HTLV１抗体 
0.1 C.O.I 
HBs 抗原濃度 <0.005IU/mL，HCV3 抗体 0.1C.O.I 
尿検査：尿潜血 ２＋，白血球 ３＋
尿中淋菌・クラミジアトラコマティス抗原 陰性
子宮頸部細胞診：LSIL
子宮頸部コルポスコピー（図２）：子宮腟部に乳頭状隆
起性病変あり。３％酢酸溶液で加工後は子宮腟部全周性
に白色上皮（W1）あり，白色上皮から生検。 
子宮頸部（生検）組織診：LSIL/CIN1 

HPV タイピング検査：ハイリスク型（18，52，58型） 
陽性 
 
上記初診時現症，診察所見，検査所見から小陰唇，腟前
庭，腟壁，子宮腟部の乳頭状腫瘤は尖圭コンジローマが
強く疑われた。また，外尿道口周囲の乳頭状腫瘤と，尿
勢低下を認めたため，当院泌尿器科外来で尿道膀胱鏡検
査を施行した。尿道内には乳頭状腫瘤が散在性に多発し
（図３ａ），膀胱頸部には３cm大の乳頭状腫瘤を認めた
（図３ｂ）。尿細胞診で悪性所見は認めず，経緯から尿
道・膀胱内尖圭コンジローマが疑われた。 
【術前診断】尖圭コンジローマ疑い 
部位：小陰唇，腟壁，子宮腟部，外尿道口，尿道内，膀
胱内 
【治療】泌尿器科と合同で全身麻酔下に手術を行った。
膀胱内病変に対しては膀胱鏡下に電気メスを用いて経尿
道的膀胱腫瘍切除を行った。外尿道口周囲，尿道内，腟
壁，子宮腟部，外陰部などの粘膜にある病変に対しては 
YAGレーザーを用いたレーザー蒸散術を行ったが，腟
壁病変は大小様々な腫瘤が広範囲に存在し，電気メスで
の切除とレーザー蒸散術を併用した。小陰唇の病変は広
範囲であり，手術による瘢痕や疼痛が懸念されたため外
科的処置は行わず，術後10日目から外来管理にてイミキ
モドクリームの外用で治療を行った。 
【摘出標本の病理組織検査】膀胱から摘出した標本で
は，扁平上皮化生を起こした尿路上皮が重層に増生し，
上皮内ではコイロサイトーシスが目立ち，乳頭腫様の形
態を呈していた（図４ａ）。HPV関連による病変が示唆
され，P16とHPV（HPV６，11，16，18，31，33，42，
51，52，56，58型に反応する抗体（Clone: K1H8））に
よる免疫染色を追加した。P16では扁平上皮化生の高度
な尿路上皮の核に広く陽性となり，細胞増殖が盛んで
あることが示唆された（図４ｂ）。HPVでは扁平上皮化

図１　診察所見 
小陰唇，腟前庭，腟壁，子宮腟部，外尿道口周囲と広範囲に乳頭
状腫瘤を認めた

図２　子宮頸部コルポスコピー（３％酢酸溶液で加工後） 
子宮腟部に乳頭状隆起性病変（Con）を認め，視診から尖圭コン
ジローマが疑われた。子宮腟部全周性に白色上皮を認めた
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生の高度な尿路上皮の表層の核に陽性となった。HPV
が感染した細胞の分布に一致して部分的に染色された
（図４ｃ）。腟は膀胱と同様に乳頭腫様の形態を呈し，
コイロサイトーシスの目立つ重層扁平上皮の増生を認め
た（図４ｄ）。以上より膀胱，腟ともに尖圭コンジロー
マと診断した。 
【治療経過】レーザー蒸散部位に数日浮腫がみられたも
のの，術後疼痛はほとんどなく術後１日目に退院した。
約10日でレーザー蒸散部位が治癒したことを確認の上，
小陰唇の病変はイミキモドクリームの外用を開始した。
疣贅部位のみに１日１回就寝前に週３回（隔日）適量の
塗布を行い，塗布した翌日起床後に薬剤を石鹸を用いて
水又は温水で洗い流すことを指導した。薬剤による副作
用はなく，16週間塗布し病変は消失した。また，術前に 
CIN1であったため術後１か月及び３か月で子宮頸部細
胞診を施行し，NILMに正常化した。一方で，術後２か
月で尿道内に一部再発を認めたが，尖圭コンジローマ再
発による自覚症状はなく，精神科治療に伴い精神状態及
び栄養状態は改善傾向であったため，自然治癒を期待し
て積極的治療は行わず経過を見たところ再発から５か月

後に自然治癒した。 
 

考　　　案

　尖圭コンジローマはHPVが皮膚や粘膜の微小な傷に
侵入し，基底細胞を含む分裂可能な細胞に感染する。
HPV６型，11型が約90％を占め，発癌性と関係のある
ハイリスク型の HPV16型，18型などが他の部位に同時
に感染していることもある３）。淡紅色から灰色，角化
性，外方増殖性で有茎あるいは無茎性，表面は異端ある
いは乳頭状に，数ミリの丘疹から拡大癒合した数cmに
及ぶ疣贅を形成する。 
　女性では主に外性器，肛門周囲，外尿道口に好発す
る。一方で尿道や膀胱内尖圭コンジローマの発生頻度に
ついて明確な報告はないが，HPV感染に対する宿主の
免疫学的制御が作動すれば臨床症状が発現せず，不顕性
感染となる場合もあり３），さらに尿道や膀胱内は HPV 
の感染機会に乏しいことから，前述の好発部位に比べて
発生頻度が低いとされている２）。 
　本症例では外尿道口から上行性に尿道や膀胱内に多発
的にHPV感染およびコンジローマが拡大していったこ

図３　尿道膀胱鏡検査 
ａ．尿道内：乳頭状腫瘤が散在性に多発 
ｂ．膀胱内：膀胱頸部に３cm大の乳頭状腫瘤を認めた 

図４　摘出標本の病理組織検査 
ａ．膀胱HE染色 
　　扁平上皮化生を起こした尿路上皮が重層に増生し，上皮内ではコイロサイトーシスが目立ち，乳頭腫様の形態を呈している 
ｂ．膀胱P16免疫染色 
　　扁平上皮化生の高度な尿路上皮の核に広く陽性 
ｃ．膀胱HPV免疫染色 
　　扁平上皮化生の高度な尿路上皮の表層で核に陽性 
ｄ．腟HE染色 
　　乳頭腫様の形態を呈し, コイロサイトーシスの目立つ重層扁平上皮が増生している 
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とが予測されるが，膀胱内単発例の報告もある４）。単発
例では多くはHIV感染，免疫抑制剤使用，妊娠などの免
疫低下状態，自己導尿などの機械的処置などがリスク因
子とされている。本症例のように不特定多数との性的接
触があり，多数の性感染症に罹患している場合は，HIV
感染などの免疫低下状態を来す疾患の検索も必要とな
る。本症例ではHIV感染は認めず，免疫抑制剤使用歴は
なかったが，慢性的な栄養障害に陥る摂食障害は細胞性
免疫能の低下を来すと報告されているように５），摂食障
害の状態悪化による免疫低下状態があったと推察でき，
尿道および膀胱内尖圭コンジローマ発生の誘因となった
可能性がある。また，本症例ではHPVタイピング検査
で発癌性と関連のあるHPV16，52，58型が検出されて
いるが，HPVハイリスク型により尖圭コンジローマが
尿道内や膀胱内に進展しやすいという根拠のある報告は
見られなかった。 
　尖圭コンジローマの診断と治療指針は性感染症診断・
治療ガイドライン2020に記載されているものの，尿道お
よび膀胱内尖圭コンジローマについての記載はない。文
献報告によると，尿道や膀胱内尖圭コンジローマでは自
覚症状として外尿道口部腫瘤感，出血，排尿障害，尿路
感染症などがあるが無症状の場合もある６）７）。また，尿
道内尖圭コンジローマでは外尿道口や外性器にも同時に
病変を認めることが多く，尿道鏡検査を考慮すべきとの
報告がある８）。本症例では尿勢低下があり，また外尿道
口周囲に尖圭コンジローマを認めていたため尿排出路に
コンジローマ病変がある可能性を疑い泌尿器科へコンサ
ルトし，尿道膀胱鏡検査により病変を発見し尿閉に至る
前に治療をすることができた。
　しかし発生部位によっては無症状の場合もあり，より
早期に病変を発見するためには簡便な検査も考慮され
る。尿細胞診でコイロサイトーシスを認め膀胱内尖圭コ
ンジローマを発見できた症例が報告されており７），尿細
胞診は低侵襲で簡便に行える検査として有用と考える。
しかし自然尿から採取された尿細胞診では外陰部や腟病
変からの混入の可能性もあり留意する必要がある。ま
た，疣贅を形成している場合は経腹超音波検査や経腟超
音波検査で検知できる可能性があり，外尿道口周囲に病
変を認める場合は，無症状であっても膀胱内尖圭コンジ
ローマの可能性を念頭におき，超音波検査で膀胱内病変
の有無についてより注意して検索することが重要であ
る。  
　一般的に，尿道・膀胱内の乳頭状腫瘤は，悪性腫瘍の
鑑別を要し，初期診断として外来診療レベルでの膀胱鏡
検査や経腹超音波検査により腫瘍の存在を確認すること
が重要とされている９）。経腹超音波は簡便で非侵襲的だ
が，加えて膀胱鏡検査で腫瘍の肉眼的形態の確認を行う
ことが，腫瘍の生物学的特性把握のために重要とされて

いる。膀胱腫瘍は腫瘍表面，基部の形態により，乳頭
型，結節型，平坦型，潰瘍型，有茎性，広基性に分類さ
れ，乳頭型腫瘍が70％と報告されている。治療方針決定
のために膀胱壁内筋層への浸潤の有無とその程度が重要
であり，筋層浸潤度に対する確定診断は経尿道的膀胱腫
瘍切除による病理学的評価が必須となる。膀胱腫瘍の中
では尿路上皮癌を代表とする上皮性腫瘍が多く95％以上
を占めている。近年では尖圭コンジローマの罹患が膀胱
がんを含む泌尿，生殖器系の悪性腫瘍の発症に関連する
という報告もある10）。以上のことから，外尿道口周囲に
尖圭コンジローマを認める場合や，尿細胞診や超音波検
査で膀胱内腫瘍が疑われる際には，尿道膀胱鏡検査をす
ることが重要と考える。 
　尖圭コンジローマの治療は一般的に，イミキモドク
リームの外用による薬物療法，凍結療法，レーザー蒸散
や電気焼灼などによる外科的療法がある。イミキモドク
リームは外性器や肛門周囲の病変に対して使用され，大
きな疣贅にも適しており瘢痕が残りにくい点が長所であ
るが粘膜には使用できない。作用機序は局所でのサイ
トカイン産生促進によるHPV増殖抑制および細胞性免
疫応答の賦活化によるHPV感染細胞障害作用であるた
め，免疫低下をもたらす原疾患がある場合は原疾患のコ
ントールが重要となる。尖圭コンジローマの初期治療後 
３か月以内の再発が多く，治療後も継続した観察が必要
である。一方で，20～30%に自然治癒を認めるとの報告
もある11）。本症例では術後２か月で尿道内に再発を認め
たが，摂食障害の状態は改善傾向であったため自然治癒
の可能性があると考え，本人と相談の上経過観察を行い
自然治癒した。再発時には，症状や全身状態を勘案し
て，治療の介入方法や時期を検討する必要があると考え
られた。 
  

結　　　語

　外陰部，特に外尿道口周囲に尖圭コンジローマがある
場合，尿道および膀胱内尖圭コンジローマの可能性を念
頭においた対応が必要である。 
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骨形成不全症Ⅳ型合併妊娠の１症例
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A case of pregnancy and delivery complicated by osteogenesis imperfecta type Ⅳ

Momoko Tanioka １）・Chiaki Kashino １）・Satomi Yokohata １）・Kotaro Kubo １）・Toru Hasegawa １）

Takashi Mitsui １）・Eriko Eto １）・Yasuhiko Kamada １）・Mikiya Nakatsuka ２）・Hisashi Masuyama １）

１）Department of Obstetrics and Gynecology, Okayama University Graduate School of Medicine, Dentistry and Pharmaceutical Sciences
２）Graduate School of Health Sciences, Okayama University

骨形成不全症（Osteogenesis Imperfecta: OI）は，様々な程度の結合組織症状を呈し，全身の骨脆弱性に伴う易骨折性や進行
性の骨変形を生じる疾患で，多くは常染色体顕性遺伝である。発生頻度は約２～３万人に１人とされており，骨形成不全症
合併妊娠・分娩例の報告は少ない。骨形成不全症患者の妊娠に際しては，切迫早産，子宮破裂，妊娠高血圧症候群や，妊娠
子宮の増大に伴う呼吸障害，骨折の発症にも注意が必要である。
症例は35歳，０妊。出生後の骨脆弱性により骨形成不全症と診断され，幼少期より頻回の骨折既往があった。身長111cm，
非妊娠時体重34.3kg，日常生活動作は可能だが主な移動手段は車いすであった。挙児希望にて当科を紹介初診。骨形成不全症 
は分類上Sillence Ⅳ型であり，妊娠時の母体リスクや，骨形成不全症の児への遺伝について夫婦に十分説明を行った上で，
クロミフェン療法により妊娠成立した。腹部緊満感や妊娠子宮による日常動作の低下を認め，妊娠27週より管理入院となっ
た。超音波・CT検査ともに胎児の骨形成不全症を示唆する所見は認めなかった。母体の重度骨盤骨変形や側弯，骨脆弱性の
ため，新生児科・麻酔科と協議し分娩方法は全身麻酔下での帝王切開術とした。子宮増大に伴う呼吸困難感の増悪や胸部疼
痛を認め，長期の妊娠継続は困難と判断し，妊娠31週にベタメタゾンを投与，妊娠32週２日に帝王切開術を施行した。臍下
から恥骨まで十分距離があり，通常の下腹部縦切開と子宮体下部横切開を行い，1,677gの男児をApgar score ４/６点で出産し
た。母体は術後問題なく産褥６日目に退院。児は早産，呼吸障害のためNICU管理となったが，骨形成不全症の所見は認めず
経過良好であり，日齢40日に退院した。

Osteogenesis Imperfecta (OI) manifests as connective tissue disorders and bone fragility, resulting in bone 
fractures and deformities. In pregnant patients with OI, attention should be paid to the development of 
threatened preterm labor, uterine rupture, hypertensive disorders of pregnancy, respiratory disorders, and 
bone fractures associated with an enlarged gestational uterus. We report the case of a 35-year-old nulligravida 
patient diagnosed with OI during delivery. The patient was 111 cm tall and used a wheelchair. She was 
referred to our hospital for primary infertility and became pregnant after clomiphene treatment. The patient 
was admitted to the hospital at 27 weeks of gestation for abdominal distension and decreased daily activities 
due to the greater size of the uterus.
Ultrasonography and computed tomography revealed no findings suggestive of fetal OI. Since she had a 
severe bone deformity and scoliosis, cesarean section under general anesthesia was performed. She underwent 
a cesarean section at 32 weeks and 2 days of gestation because of worsening dyspnea caused by the enlarged 
uterus. A lower abdominal longitudinal incision and a lower transverse uterine incision were made. Thereafter, 
a 1,677g baby boy was delivered.

キーワード：骨形成不全症，不妊症，妊娠合併症，妊娠管理
Key words：�osteogenesis imperfecta, infertility, pregnancy complications, pregnancy management

緒　　　言

　骨形成不全症（Osteogenesis Imperfecta: OI）は，結
合組織症状を呈し全身の骨脆弱性に伴う易骨折，骨変形
などを生じる遺伝性骨系統疾患である。多くは常染色体
顕性遺伝であり，臨床的には骨折の重症度と青色強膜，

歯牙形成不全の有無によって分類されたSillence分類が
広く使われている１）。骨形成不全症女性の妊娠に際して
は，切迫早産，子宮破裂，妊娠高血圧症候群や，妊娠子
宮の増大に伴う呼吸障害，骨折の発症に注意が必要であ
り，また児の骨形成不全症罹患の有無や，母体の状態に
より，個々の症例にあわせて分娩方法が選択される。今
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回，母体骨形成不全症Ⅳ型合併妊娠の１症例を経験した
ので報告する。

症　　　例

　症例は35歳女性，０妊０産。骨盤位のため帝王切開術
で出生するが，出生時より骨が柔らかく，頻回の骨折既
往があった。骨脆弱性，側弯，胸郭変形，青色強膜，象
牙質形成不全を認め，骨形成不全症のSillence Ⅳ型（遺
伝学的検査：COL1A1遺伝子の変異）と診断された。身
長は111cm，非妊娠時体重は34.3kgであり，両大腿骨は
金属固定手術を施行されていた（図１）。日常生活動作
は立位・伝い歩きは可能だが，主な移動手段は車椅子で
あった。第２親等までに骨形成不全症の家族歴はなかっ
た。
　結婚後，約３年経過するが妊娠せず，挙児希望を主訴
に前医を受診した。不妊治療や妊娠成立後から分娩時の
管理も含めて，当院へ紹介となった。不妊症に対する
スクリーニング検査では明らかな異常はなく，Rubin法
（描写式卵管通気法）で卵管疎通性があることを確認し
た。本人，夫へ骨形成不全症合併に伴う妊娠中のリスク
や，児への遺伝の可能性などについて繰り返し説明を
行った上で挙児を希望したため，原発性不妊症に対する
治療を開始した。
　超音波検査での卵胞計測をもとにタイミング指導を行
うが，排卵までに時間を要し妊娠成立せず。排卵誘発と
して，クロミフェンクエン酸塩50mg/dayを月経３日目
から内服したところ，同周期で妊娠成立した。しかし，
妊娠10週頃より超音波検査で胎児の浮腫，四肢の短縮，
臍付近からの腹部臓器脱出を認め，子宮内胎児死亡の可

能性や，早期産での分娩となった場合の出生後の対応や
治療など，産科・新生児科医師双方より説明を受けた上
で妊娠中断を選択した。妊娠18週２日にプロスタグラン
ディンE1を用いて経腟分娩となった。胎児は臍帯を認
めず直接胎盤に連絡しており，腹壁欠損部から腹部臓器
が脱出していた。外表所見より，body stalk anomalyと
診断され，骨形成不全症との関連はないと考えられた。
　その後，月経周期回復後より再度クロミフェンクエン
酸塩50mg/dayを使用し妊娠成立した。妊娠初期の経過
は順調であり，胎児所見も問題なく発育は週数相当であ
り，胎児頭蓋圧迫による変形などの胎児骨形成不全症を
示唆する所見は認めなかった。
　子宮頸管長は保たれていたが腹部緊満感があり，また
妊娠子宮による日常動作の低下を認め妊娠27週６日より
管理入院とし，子宮増大による母体負荷及び切迫早産に
注意しつつ，出来る限りの妊娠継続を図る方針とした。
妊娠29週の時点で，骨盤変形のため児頭は骨盤内に下降
できず，腹部は恥骨上まで前方に大きく突出していた
が，仰臥位は可能で強い開排制限は認めなかった（図
２）。妊娠29週５日より腹部緊満感が増強し，リトドリ
ン15mg/day内服を開始した。妊娠30週２日に単純CTを
撮影したところ，胎児に骨折や骨化不全，四肢長管骨の
弯曲など骨形成不全症を疑う所見はなかった（図３，
４）。また，胎児超音波検査において胎児頭蓋圧迫によ
る変形なども認めなかった。母体の骨盤骨変形や，骨脆
弱性による分娩時の骨折・分娩停止を考慮し，分娩方法

図１　�妊娠前のレントゲン像：肺野は狭く，強い側弯や骨盤の変
形を認める。

図２　妊娠29週時：腹部は前方に大きく突出している。

図３　�妊娠30週時の単純CT像：強い側弯，骨盤の変形を認める。
児頭先進部は恥骨より上方にあり骨盤への侵入が困難な状
態である。
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は母体適応で帝王切開術とした。また，新生児科・麻酔
科とも協議の上で，重度側弯のため麻酔方法は全身麻酔
とした。
　妊娠30週頃より徐々に子宮増大での胸郭圧迫による胸
部疼痛や，呼吸困難感の増悪を認めた。母体負荷が強
くなり長期の妊娠継続は困難と判断し，ベタメタゾン
12mgを２日間投与の後，妊娠32週２日に母体適応にて
全身麻酔下に帝王切開術を施行した。
　帝王切開術は体幹の大きさから通常より術野が制限さ
れたが，臍下から恥骨まで十分距離があったため，通常
の下腹部縦切開を行った。子宮は頭側へ挙上でき，子宮
体下部横切開を行った（図５）。母体骨折予防のため腹
部圧迫は避け，児を娩出した。手術時間は54分，出血量
は羊水込みで500mlであり，児は男児で体重1,677g，身
長42cm，Apgar score４点（１分），６点（５分）であっ
た。母体は産後出血や血栓症などの合併症もなく，術後
経過は良好で，産褥６日目に退院となった。児は早産，
呼吸障害のためNICU管理となったが，生後診断でも骨
形成不全症の所見は認めず，大きな問題なく日齢40日に
退院した。

考　　　案

　骨形成不全症はⅠ型コラーゲン分子の形成や修飾の
異常によって結合組織症状を呈し，全身の骨脆弱性に
伴う易骨折性や骨変形を生じる疾患であり，発生頻度
は約２～３万人に１人，日本では約6,000人とされてい
る２），３）。臨床的分類としてSillence によるⅠ型（非変形
型），Ⅱ型（周産期致死型），Ⅲ型（変形進行型），Ⅳ型（中
等症型）に加えて，骨間膜石灰化・過形成仮骨を伴う型
（Ⅴ型），その他の型に分類される３）。
　骨形成不全症合併妊娠では母体・胎児ともに妊娠中，
分娩時の合併症リスクが上がり，周産期管理に注意が必
要である。母体では切迫早産，子宮破裂，妊娠高血圧症
候群，癒着胎盤，深部静脈血栓症，腟壁血腫形成，産道
裂傷，また妊娠子宮の増大に伴う呼吸障害，疼痛，体重
増加による骨折頻度の上昇などがある４）〜６）。児におい
ては早産児，子宮内胎児発育不全，骨形成不全症遺伝の
可能性があり，胎児骨形成不全症が疑われた場合は胎内
骨折や分娩時骨折のリスクもある４），６）。2003〜2011年
に米国で行われた骨形成不全症合併妊婦を対象とした
大規模後ろ向きコホート研究では，7,288,289分娩中295
例（10万件あたり４件）が骨形成不全症合併妊娠であ
り，骨形成不全症合併のない妊婦と比較し母体における
周産期合併症は，分娩前出血でオッズ比（Odds Ratio: 
OR）：2.01，胎盤剝離OR：2.5，輸血率OR：2.3，深部静
脈血栓症OR：7.9であり，胎児では早産OR：2.2，子宮
内胎児発育不全OR：2.4，先天性奇形OR：7.3であった。
本症例では，不妊治療開始前より，骨形成不全症による
妊娠中，分娩時の母体・胎児におけるリスクや，児への
遺伝について本人，夫へ複数回の情報提供を行った上で
の妊娠であったため，妊娠に伴う症状や治療に対して理
解を十分に得ることができた。切迫早産兆候は強くな
く，骨折や血栓症などの合併症はみられなかったが，妊
娠30週頃より呼吸困難感や体動の制限など母体負荷が増
強したこと，また，体格からも妊娠34〜35週での子宮切
開手技（子宮下部横切開）の困難さも予想されたため，
妊娠32週での分娩を決定した。
　骨形成不全症合併妊娠の分娩方法については，母体骨
盤の変形により児頭骨盤不均衡の可能性が高く経腟分娩
が困難であることや，胎児の骨形成不全症がある場合は
分娩時の骨折発症を最小限にするために，帝王切開が選
択されることが多い。前述の米国コホート研究では骨形
成不全症合併妊婦の75%で帝王切開が施行されており，
非合併妊婦での33%を上回っていた４）。更に，帝王切開
の頻度は遺伝カウンセリングの有無や骨形成不全症のサ
ブタイプにより変わる４），Sillence Ⅲ型では異常分娩の
リスクが高くなるため帝王切開がよい７），との報告もあ
る。本邦における2008～2022年の15年間の骨形成不全症

図４　�胎児３D-CT像：骨形成不全症所見
は認めない。

図５　�妊娠32週手術時：皮膚切開は平面に対し垂直に近かったが，
子宮底を十分に挙上のうえ子宮下部横切開が可能だった。
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合併妊娠の報告をみると，分娩週数は28週〜38週と様々
であり，分娩方法は帝王切開が多くを占めており，麻酔
方法も様々である８）～14）（表１）。本症例では強い骨盤変
形による狭骨盤のため母体適応で帝王切開とした。骨形
成不全症合併妊娠でも狭骨盤がない症例では経腟分娩が
選択されるが，組織の脆弱性により予期せぬ腟壁血腫や
産道裂傷を発症した報告15）や，自然陣痛による分娩経
過中に発生した子宮破裂の症例では，子宮筋中のコラー
ゲン変化が子宮破裂に影響したことを示唆する報告６）

もあり，症例に応じた事前の合併症予測が重要となる。
また帝王切開時の麻酔方法について，事前に新生児科・
麻酔科医と協議し重度側弯のため全身麻酔を選択した
が，脊髄くも膜下麻酔の症例も多く報告されている。骨
形成不全症合併妊婦に対する全身麻酔のリスクとして歯
牙や下顎，頸椎の脆弱性による気道確保の困難や悪性高
熱症の頻度上昇があり，麻酔方法も個々の症例での検討
が必要である16）。
　骨形成不全症合併妊娠は報告が少なく，周産期管理や
分娩時期，分娩方法の決定に関して一定の見解がない。
母体の骨形成不全症の重症度や妊娠期，分娩期，産褥期
の母体および児の状態を考慮し，他科と連携した集学的
な妊娠分娩管理が必要である。
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症例 ⺟体
年齢 ⺟体のOI 分娩週数 分娩⽅法 ⿇酔⽅法 児のOI ⽂献番号

１ 24歳 Ⅰ型 28w 帝王切開 全⾝⿇酔 ８）

２ 27歳 Ⅰ型 37w 帝王切開 脊椎⿇酔、硬膜外⿇酔 ９）

３ 34歳 Ⅰ型 37w 帝王切開 脊椎⿇酔、硬膜外⿇酔 あり 10）

４ 34歳 Ⅰ型 37w 帝王切開 脊椎⿇酔、硬膜外⿇酔 10）

５ 不明 Ⅰ型 １:38w ２:37w ３:38w 経腟分娩 1.2:あり 11）

６ 不明 Ⅰ型 38w 経腟分娩 11）

７ 26歳 Ⅲ型 34w 帝王切開 全⾝⿇酔 あり 12）

８ 28歳 Ⅲ型 36w 帝王切開 全⾝⿇酔 13）

９ 31歳 Ⅲ型 35w 帝王切開 全⾝⿇酔 14）

10 36歳 Ⅳ型 33w 帝王切開 脊椎⿇酔 ９）

11 22歳 不明 31w 帝王切開 全⾝⿇酔 15）

12 31歳 不明 29W 帝王切開 全⾝⿇酔 15）

表１　本邦における骨形成不全症合併妊娠での分娩週数，分娩方法，麻酔方法（2008～2022年）
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双胎貧血多血症に対し待機的管理を行った一例
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A case of twin anemia-polycythemia sequence followed by expectant management
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双胎貧血多血症（TAPS）は一絨毛膜性双胎の一児が貧血，もう一児が多血となる疾患である。一絨毛膜二羊膜性双胎の３−
５%に生じる比較的稀な合併症である。妊娠中の治療としては，待機的管理，分娩，レーザー治療，胎児輸血などが選択さ
れるが，適切な治療及び管理方針は定まっていないのが現状である。我々は入院中にTAPSと診断し，分娩まで入院管理を
行った症例を経験した。症例は37歳，経産婦で，妊娠29週３日で切迫早産のため入院となった。妊娠30週５日で胎児期TAPS 
stage 1の診断に至り，待機的管理を行った。妊娠31週３日に胎児期TAPS stage 2の診断となった。妊娠34週５日に貧血児の
胎児機能不全の診断で緊急帝王切開により分娩に至った。分娩直後の静脈血血液検査で両児間のHb差 19.5mg/dlであり，新
生児期TAPS stage 4の診断となった。本症例について報告するとともに，TAPSの診断や管理についてまとめる。

The twin anemia-polycythemia sequence (TAPS) is a rare complication occurring in 3–5% of monochorionic 
twins. Several treatment options are available for TAPS, including expectant management, delivery, fetoscopic 
laser treatment, and intrauterine transfusion. However, the appropriate treatment and management strategies 
for TAPS have not been established. We encountered a patient diagnosed with TAPS during hospitalization, 
managed expectantly until delivery. A 37-year-old multiparous woman was admitted to our hospital with 
threatened preterm labor at 29 weeks and 3 days of gestation. She was diagnosed with antenatal TAPS 
stage 1 at 30 weeks 5 days of gestation and was managed expectantly. She was diagnosed with antenatal 
TAPS stage 2 at 31 weeks and 3 days of gestation. She underwent an emergency cesarean section at 34 
weeks 5 of gestation with a diagnosis of non-reassuring fetal status in the donor fetus with TAPS. The 
intertwined hemoglobin difference was 19.5mg/dL on venous blood sampling in newborn infants, and this 
difference was diagnosed as neonatal TAPS stage 4.

キーワード：双胎貧血多血症，一絨毛膜二羊膜性双胎
Key words：TAPS, MD twin

緒　　　言

　双胎貧血多血症（twin anem i a p o l y cy t h em i a 
sequence: TAPS）は，一絨毛膜二羊膜性双胎（MD双
胎）の一児に貧血，他児に多血を来す疾患である。MD
双胎の３−５％に自然発症するとされ，MD双胎におけ
る合併症としては比較的稀な疾患である１）。非常に細い
胎盤吻合血管による緩徐な血流異常により発症するとさ
れる。妊娠中に診断されず分娩後に診断に至る症例もあ
る。妊娠中の治療としては，児の状態や週数に応じて待
機的管理，分娩，レーザー治療，胎児輸血などが選択さ
れるが，適切な治療及び管理方針は定まっていないの
が現状である。今回，切迫早産に対する入院加療中に

TAPSの診断に至り，適切なタイミングで分娩を行えた
症例を経験したので報告する。

症　　　例

　症例は37歳，４妊１産（経腟分娩１回，流産２回）で
あった。前医でクロミフェン−タイミング療法で妊娠成
立し，MD双胎と診断された。妊娠８週時に妊娠管理目
的で当科紹介となった。以降外来管理を行っていたが，
妊娠29週３日，切迫早産の診断で入院となった。同日
より子宮収縮抑制薬の投与を開始した。入院時の経腹超
音波検査で両児間に体重較差や羊水量較差は認めなかっ
たが，一児の中大脳動脈最高血流速度（MCA-PSV） は
1.92 MoM（正常値　1.0 MoM～1.5 MoM）であった。
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同日複数回測定し，1.46−1.87 MoM程度と明らかな胎
児貧血とは診断できず経過観察の方針とした。もう一児
のMCA-PSVは正常範囲内であった。その後，妊娠30週
５日に一児のMCA-PSV 1.54 MoM，もう一児のMCA-
PSV 0.79 MoMと較差を認めた。羊水量の較差は認め
ず，胎児期TAPS stage 1と診断した。その他明らかな
異常はなく，両児とも健常性は維持されており経過観察
とした。妊娠31週３日にMCA-PSV 1.8 MoM，0.6 MoM
となり胎児期TAPS stage 2と診断した。同時期より，
超音波検査で胎盤の輝度差や多血児のstarry sky liverが
出現した（図１）。貧血児に心拡大や胸腹水など心不全

を示唆する所見は認めず，両児とも健常性は維持され
ていた。切迫早産の症状は軽快し，妊娠32週には子宮
収縮抑制薬の持続投与は不要となったが，TAPSの周産
期予後を考慮し患者や家族と相談のうえ入院管理を継
続した。以降，両児のMCA-PSVに著明な悪化はなく，
その他胎児血流異常は出現せず経過した（図２）。妊娠
34週５日に貧血児の胎児心拍モニタリングでsinusoidal 
pattern様の所見（図３）と明らかな胎動減少を認め，
BPS ２点（羊水量のみ）であった。胎児機能不全の診
断で，同日緊急帝王切開により児を娩出した。出生児
は，第１子2019g，女児，Apgar score ８点/９点（１

図１　胎児超音波所見（妊娠31週３日）
左：placental dichotomy　右：starry sky liver（矢頭）

図２　入院後のMCA-PSV MoM値の推移

図３　CTG所見（妊娠34週５日）
貧血児にsinusoidal pattern様の所見を認めた
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分値/５分値），臍帯動脈血pH 7.341，第２子1625g，女
児，Apgar score １点/７点（１分値/５分値），臍帯動
脈血pH 7.232であった。両児の皮膚の色調に著明な差を
認めた（図４）。胎盤の色素注入検査では，動脈−動脈
吻合２本，貧血児から多血児への動脈−静脈吻合１本
のいずれも細い吻合血管を認めた（図４）。児は両児と
も当院NICUに入院となり，入院直後の静脈血血液検査
で第１子：Hb 25.4mg/dl，網状赤血球 6.3%，第２子：
Hb 5.9mg/dl，網状赤血球 17.3%であり新生児期TAPS 
stage 4の診断に至った。両児とも出生当日に部分交換
輸血を施行された。第１子（多血児）は日齢33（修正39
週３日），第２子（貧血児）は日齢40（修正40週３日）

に自宅へ退院となった。 尚，TAPSとの直接の因果関係
は不明だが，貧血児は入院中の頭部MRI検査で脳室周囲
白質軟化症を指摘された。退院時点では両児とも明らか
な神経学的異常は指摘されていない。

考　　　案

　TAPSはMD双胎において一児が貧血，他児が多血と
なる疾患である。双胎間輸血症候群（TTTS）と異な
り，羊水量の較差は来さない。病態としては，非常に
細い胎盤吻合血管を介した慢性的で緩徐な血液移動の
ため発生すると言われている１）。自然発症のTAPSと
TTTSに対するレーザー治療（FLP）後に生じる医原

図４　分娩直後の新生児所見，胎盤所見
（色素注入検査：多血児の臍帯動脈に赤・臍帯静脈に青，貧血児の臍帯動
脈に黄色・臍帯静脈に緑色を注入）
AA吻合：動脈−動脈吻合，AV吻合：動脈−静脈吻合
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性TAPSの２つが知られており，自然発症はMD双胎の
３−５%，医原性発症はFLP症例の２−16%と報告され
ている。また，自然発症のTAPS 249例中30例（12%）
は分娩後に診断されており，妊娠中に診断に至らない症
例も存在する２）。
　自然発症の胎児期TAPSの診断週数の中央値が23.7週， 
TTTSに対するFLP施行週数の中央値が20−21週である
ことを踏まえると，TTTSに比べ発症時期がやや遅い傾
向がある。さらに，TAPSは妊娠15週から35週まで広く
発症時期が報告されており，妊娠中期以降どの時期でも
発症する可能性に注意する必要がある２）。
　TAPSの診断には胎児または新生児のヘモグロビ
ン値が必要であるが， 妊娠中の診断やステージ分
類には非侵襲的な超音波検査でのMCA-PSV測定が
用いられている。MCA-PSVの上昇は胎児の貧血を
反映するとされる３）。胎児期TAPSの診断基準は，
「 一 児 の M C A - P S V ＞ 1 . 5 M o M か つ も う 一 児 の
MCA-PSV＜1.0 MoM」とされ，（表１）のようなステー
ジ分類がされている４）。本症例でもこれらに則って診
断した。一方，この診断基準の感度及び特異度につい
ての研究５）では，特異度100%に対し，感度46%と低い
ことが報告された。同研究では，両児間のMCA-PSV

の較差（ΔMCA-PSV）を用いた方が感度が高く，
ΔMCA-PSV＞0.5 MoMをカットオフとした場合，感度
83%，特異度100%であったと報告している。ただし，
TTTSに合併あるいはFLP後のTAPSに関しての統計
で，いずれの診断基準を使用しても周産期予後に差はな
いとする報告もある６）。
　TAPSでは前述のように羊水量の較差を来さないた
めBモードでの超音波検査のみでは異常に気付くのは難
しく，このことがTAPSの妊娠中の診断率が低い要因の
一つであると考えられる。TAPSの発症頻度は低いが，
MD双胎の妊娠管理ではMCA-PSVの計測を積極的に行
い，異常を疑った場合には胎児貧血の原因となるその他
の疾患の可能性とともに，TAPSの可能性を念頭に置く
必要がある。
　TAPS症例において，MCA-PSV以外に非侵襲的に得
られる所見として，超音波検査でのplacental dichotomy
（胎盤の輝度差），starry sky liver，胎児心拡大が挙げ
られる７）。placental dichotomyは貧血児の胎盤領域が高
輝度，多血児の胎盤領域が低輝度に描出される所見であ
る。貧血児の胎盤は水腫状に厚く，多血児の胎盤は薄い
という厚さの差を伴う場合もある。娩出後の胎盤でも両
児の胎盤領域に肉眼的な色調の差が見られることが知
られており，娩出胎盤のデジタル写真を解析した研究
で，胎盤の色調の差が新生児のHb値の差と相関してい
たとする報告がある８）。娩出胎盤の色調差と超音波での
placental dichotomyの関連は不明だが，今後研究が進め
ばplacental dichotomyの所見がTAPSの診断や重症度の
評価に寄与する可能性は考えられる。Starry sky liver
（starry sky appearance）は，腹部超音波検査において
急性肝炎などでみられる所見である。肝実質のエコー輝
度が低下し（空），門脈が高輝度に際立って見える（星）
ためこのように呼ばれる。肝細胞の浮腫を反映してい
ると考えられており，急性肝炎のほかに白血病や腫瘍
の肝細胞浸潤や，感染症，右心不全，妊婦ではHELLP
症候群などで見られるとされる９）。同様の所見がTAPS
の多血児で見られることが報告されているが，具体的
な機序は不明である。また，TTTSの受血児において
starry sky liverが初期徴候として見られたとする報告も
ある10）。胎児心拡大はTAPSに特徴的な所見とは言い難
いが，貧血児に見られることが報告されており，貧血
に対しての代償的な変化と考えられる。TAPSの病態の
重症度が高くないと想定されるStage 1の時点で，既に
40%以上に貧血児の胎児心拡大を認めていたとされ７），
胎児貧血に対して初期から循環動態に代償的な変化が生
じることが示唆される。
　これらの超音波所見の頻度に関する報告７）では，
ΔMCA-PSVをもとに胎児期TAPSと診断された症例
のうち44%にplacental dichotomyを，66%に多血児の

表１　TAPSの診断基準とステージ分類（文献４より作成）
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starry sky liverを，70%に貧血児の心拡大を認めた。ま
た，自然発症の胎児期TAPSでは医原性のものと比較し
てplacental dichotomyの頻度が高かった。TAPS症例の
86%で３つの超音波所見のうち少なくとも１つを認め，
胎児期TAPSのステージが進行するほどこれらの所見の
頻度が高かったとされている。他の報告２）でも自然発
症の胎児期TAPS症例の44%にplacental dichotomyを，
47%に多血児のstarry sky liverを認めたとされる。本
症例でもStage 1から2への進行を認めた頃からplacental 
dichotomyやstarry sky liverを認めるようになった。こ
れらの所見の感度や特異度は明らかになっていないが，
今後データが集積すればこれらの所見が胎児期TAPSの
診断や重症度判定の一助となるかもしれない。
　妊娠中に胎児期TAPSの診断に至った場合の管理方
針としては，待機的管理，レーザー治療，子宮内胎
児輸血，分娩が挙げられる。また，海外ではselective 
feticideも報告されている。Tollenaar et al.の報告２）で
は，自然発症の胎児期TAPS 219例のうち23%（51例）
が待機的管理，39%（86例）がレーザー治療，12%（26
例）が胎児輸血，16%（34例）が分娩を選択されていた
（図４）。また，胎児期TAPS全体において，管理方針
の選択は施設により大きく異なっていたことが報告され
ている11）。
　待機的管理について，Stage 1・2の重症度が高くない
ことが想定される症例においては綿密なモニタリングを
行いながらの経過観察が可能であるとされる。待機的管
理中に自然治癒する場合もあり，待機的管理症例（自然
発症・医原性を含む）の16%で自然治癒を認めたとする
報告もある11）。このため，積極的な治療介入の有効性が
高いと考えられる場合以外は待機的管理を第一選択とす
べきとの意見もある12）。一方で，ステージの進行やその
他胎児状態の悪化を疑う所見を認めた場合は介入を検討
する必要がある。TAPSは一般的に急速に進行するよう
な疾患ではなく，待機的管理の場合に入院管理が必要で
あるか否かは不明である。本症例の経験からは，異常に
早期に気づき介入するためには入院管理が望ましいよう
に思われた。
　胎児鏡下胎盤吻合血管レーザー凝固術（FLP）は
TAPSの病態の原因に介入できる唯一の治療法である。
本邦ではTTTSに対しては妊娠16週から26週で保険適
応となっているが，現在TAPSに対する適応はない。ま
た，TTTSと異なり羊水過多・過少がないことや，吻合
血管が細く同定が難しいことなど技術的にも難易度が
高いと考えられる。海外での後方視的研究において，
TAPS症例に対するFLPは診断後の妊娠期間の延長が期
待できることが示唆された（待機的管理群８週，子宮
内胎児輸血群５週，FLP群11週）。また，分娩時の両児
のHb較差はFLP症例で有意に小さかったことが報告さ

れている（待機的管理群13.1±4.0，子宮内胎児輸血群
14.9±2.9，FLP群3.1±2.1）13）。週数や症例によっては，
FLPを行うことが最善の選択肢となる可能性が考えられ
る。
　子宮内胎児輸血については，TAPSの病態を改善する
治療ではなく一時的な対応であると言える。また，副作
用として多血児の過粘稠症候群の悪化が挙げられ，下肢
の皮膚壊死などの症例も報告されている。
　このように，一絨毛膜性双胎の管理指針が定まりつつ
ある現代においてさえ胎児期TAPSの適切な管理方法は
定まっておらず，管理ごとの予後に関するデータも限
られている。現在ランダム化比較試験14）が進行中であ
り，結果が待たれる。
　自然発症の胎児期TAPSの予後については，文献に
よって幅はあるが医原性死亡も含め胎児死亡率11%，周
産期死亡率15%２）とする報告もあり，予後不良となる症
例が存在する。分娩週数の中央値は32週前後と報告され
ている。生存症例においては，早産の影響に加え貧血や
多血による影響が予後に関与する。多くの症例で出生後
早期に輸血や部分交換輸血による加療を要する。長期的
な神経学的予後に関する報告15）では，２−６歳時点で
の評価で貧血児の44%，多血児の18%に神経発達障害を
認めたとされている。
　また，貧血児と多血児を比較すると，貧血児の予後が
より不良とする報告が多い。胎児死亡および周産期死亡
は貧血児に多く，FGRやSGAの症例も有意に多い。ま
た，前述の神経学的予後に関する報告において，多血
児に対する貧血児の神経発達障害のオッズ比は4.1倍で
あった。また，貧血児の34例中２例に脳性麻痺を，５例
に両側性難聴を認めたと報告された。これらは多血児に
は報告されなかった。神経発達障害の独立したリスク因
子は早い分娩週数と重度の貧血（胎児輸血の必要性，
MCA-PSV＞1.7 MoM，出生時の輸血の必要性で定義）
であった15）。貧血が重度となる前に娩出するべきである
と考えられるが，一方で妊娠期間の延長も重要である。
娩出時期の決定は各施設における新生児管理の対応力も
考慮して決定されることとなる。
　本症例では，診断時妊娠30週とFLPを考慮する週数は
超えており，胎児健常性は維持されていたことから待機
的管理を選択した。結果的に診断後４週間程度妊娠期間
を延長でき，入院管理としていたことからNRFS兆候に
早期に気づき迅速に娩出できたと考える。一方で，明ら
かな胎児期TAPS stage 3以上への進行は確認できてい
なかったものの，出生後は貧血児に重度の貧血を認め新
生児期TAPS stage 4であった。両児とも退院時点では
明らかな神経学的異常は指摘されていないが，特に貧血
児に関して今後の神経発達を慎重にフォローアップして
いく必要があると考えられる。また，本症例の経過か
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ら，超音波所見や胎児期のステージは必ずしも貧血の重
症度や新生児期のステージを正確に反映するわけではな
いことが示唆された。TAPS症例の管理については現状
では胎児心拍モニタリングやBPSなどで総合的に胎児健
常性を評価しつつ待機的管理，または26週未満では症例
に応じてFLPを考慮することが妥当な印象である。今後
はランダム化比較試験などに基づく管理方針の確立が期
待される。

文　　　献

１）�Groene SG, Tol lenaar LSA, Middeldorp JM,  
Lopriore E. Neonatal management and outcome 
in complicated monochorionic twins: What have 
we learned in the past decade and what should 
you know? Best Practice & Research Clinical 
Obstetrics & Gynaecology 2022; 48: 218-228.

２）�Tollenaar LSA, Slaghekke F, Lewi L, Colmant 
C, Lanna M, Weingertner AS, Ryan G, Arévalo 
S, Klaritsch P, Tavares de Sousa M, Khalil A, 
Papanna R, Gardener GJ, Bevilacqua E, Kostyukov 
KV, Bahtiyar MO, Kilby MD, Tiblad E, Oepkes D, 
Lopriore E. Spontaneous twin anemia polycythemia 
sequence: diagnosis, management, and outcome in 
an international cohort of 249 cases. Am J Obstet 
Gynecol 2021; 224: 213. e1-11.

３）�Mar i G , De te r RL , Carpen te r RL , Rahman 
F, Zimmerman R, Moise KJ Jr , Dorman KF, 
Ludomirsky A, Gonzalez R, Gomez R, Oz U, Detti L, 
Copel JA, Bahado-Singh R, Berry S, Martinez-Poyer 
J, Blackwell SC. Noninvasive diagnosis by doppler 
ultrasonography of fetal anemia due to maternal 
red-cell alloimmunization. N Engl J Med 2000; 342: 
9-14.

４）�S l aghekke F , K i s t WJ , Oepke s D , Pa sman 
SA, Middeldorp JM, Klumper FJ, Walther FJ, 
Vandenbussche FP, Lopriore E. Twin anemia-
polycythemia sequence: diagnostic criteria , 
classification, perinatal management and outcome. 
Fetal Diagn Ther 2010; 27: 181-190.

５）�Tollenaar LSA, Lopriore E, Middeldorp JM, 
Haak MC, Klumper FJ, Oepkes D, Slaghekke F. 
Improved prediction of twin anemia-polycythemia 
sequence by delta middle cerebral artery peak 
systolic velocity: new antenatal classification 
system. Ultrasound Obstet Gynecol 2019; 53: 788-
793.

６）�Mustafa HJ, Cermak R, Pedersen N, Harman C, 
Turan OM. Perinatal outcomes of pregnancies with 

twin-anemia polycythemia sequence complicating 
twin-to-twin transfusion syndrome using different 
twin-anemia polycythemia sequence diagnostic 
criteria. Prenatal Diagnosis 2022; 42: 985-993.

７）�Tollenaar LSA, Lopriore E, Middeldorp JM, 
Klumper FJCM, Haak MC, Oepkes D, Slaghekke 
F. Prevalence of placental dichotomy, feta l 
cardiomegaly and starry-sky liver in twin anemia-
polycythemia sequence. Ultrasound Obstet Gynecol 
2020; 56: 395-399.

８）�To l l enaa r LSA , Zhao DP , M idde l do rp JM , 
S l aghekke F , Oepkes D , Lopr i ore E . Co lor 
d i f f e rence in p lacentas wi th twin anemia -
polycythemia sequence: An additional diagnostic 
criterion? Fetal Diagn Ther 2016; 40: 123-127.

９）�Rad i opaed i a . o r g . S t a r ry s ky appea r ance 
（ultrasound）. Radiopaedia. Available at: https://
radiopaedia.org/articles/starry-sky-appearance-
ultrasound-1 ［2023.04.29］

10）�Segev Y, Goldberg Y, Riskin-Mashiah S, Berdicef 
M, Lavie O, Auslender R. Starry sky pattern of 
fetal liver sonogram as first sign of twin–twin 
transfusion syndrome. Ultrasound Obstet Gynecol 
2012; 39: 723-725.

11）�Tollenaar LSA, Slaghekke F, Lewi L, Ville Y, 
Lanna M, Weingertner A, Ryan G , Arévalo 
S, Khalil A, Brock CO, Klaritsch P, Hecher K, 
Gardener G, Bevilacqua E, Kostyukov KV, Bahtiyar 
MO, Kilby MD, Tiblad E, Oepkes D, Lopriore E; 
Collaborators. Treatment and outcome of 370 
cases with spontaneous or post-laser twin anemia–
polycythemia sequence managed in 17 fetal 
therapy centers. Ultrasound Obstet Gynecol 2020; 
56: 378-387.

12）�Baschat AA, Miller JL. Pathophysiology, diagnosis, 
and management of twin anemia polycythemia 
sequence in monochorionic multiple gestations. 
Best Practice & Research Clinical Obstetrics and 
Gynaecology 2022; 84: 115-126.

13）�Slaghekke F, Favre R, Peeters SH, Middeldorp 
JM, Weingertner AS, van Zwet EW, Klumper 
FJ, Oepkes D, Lopriore E. Laser surgery as a 
management option for twin anemia–polycythemia 
sequence. Ultrasound Obstet Gynecol 2014; 44: 304-
310.

14）�NIH National Library of Medicine. The TAPS 
Tria l - Fetoscop ic Laser Surgery for Twin 
Anemia Polycythemia Sequence. ClinicalTrials.



2023年 139双胎貧血多血症に対し待機的管理を行った一例

gov. Available at: https://clinicaltrials.gov/study/
NCT04432168［2023.04.29］

15）�Tollenaar LSA, Lopriore E, Slaghekke F, Oepkes 
D, Middeldorp JM, Haak MC, Klumper FJCM, Tan 
RNGB, Rijken M, Van Klink JMM. High risk of 
long-term neurodevelopmental impairment in donor 
twins with spontaneous twin anemia-polycythemia 
sequence. Ultrasound Obstet Gynecol 2019; 55: 39-
46.

【連絡先】
松尾　美結
JCHO 徳山中央病院産婦人科
〒 745-8522　山口県周南市孝田町１番１号
電話：0834-28-4411　FAX：0834-29-2579
E-mail：pinetail12@gmail.com





現代産婦人科　Vol.72 No.1， 2023 年，pp.141-145

腹腔鏡下子宮全摘術を行ったcotyledonoid dissecting leiomyomaの１例
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Cotyledonoid dissecting leiomyoma treated by laparoscopic total hysterectomy:
A case report

Taishi Fujimura １）２）・Toshiaki Taketani ２）・Osamu Okada １）・Norihiro Sugino １）２）
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【緒言】Cotyledonoid Dissecting Leiomyoma: CDLは，肉眼的に胎盤葉に類似した形態を示し子宮筋層内を切り裂くように
進展する稀な良性子宮平滑筋腫瘍である。CDLはその特徴的な発育形式から悪性腫瘍との鑑別に苦慮することが多い。今回
我々は，術前にCDLを鑑別疾患にあげ腹腔鏡下子宮全摘術を施行した症例を経験したので報告する。
【症例】37歳，２妊２産，既往歴に特記すべき事項なし。過多月経，月経困難症を主訴に当科初診された。骨盤造影MRI検
査では子宮体部後壁筋層内からDouglas窩に突出する8.0×7.5cm大の腫瘍を認めた。腫瘍は分葉状でT2強調像で低信号を示す
小結節が多発し，その周囲をT1強調像で等信号，T2強調像で高信号と低信号を含む不均一な信号を呈す部位が覆うように存
在しており，同部位は造影不良領域を伴った。腫瘍と筋層との境界はやや不明瞭であったが，一部茎状に連続している構造
を認めた。明らかな拡散制限はなく，血中LDHの上昇は認めなかった。以上より変性子宮筋腫を伴う多発子宮筋腫と診断，
発育形式からCDLを鑑別疾患にあげ腹腔鏡下子宮全摘術を施行した。腹腔内を観察したところ，子宮後壁漿膜下に多発する
小腫瘤と腫瘤間に増生する小血管を認め，胎盤葉に類似する所見であった。一部の筋腫は漿膜下から骨盤漏斗靭帯へ向けて
発育していた。摘出標本において，腫瘍は筋層内から発生し筋層を切り裂くように漿膜へ向けて発育していたが，出血や壊
死所見は認めなかった。組織学的，肉眼的増殖形態からCDLと診断した。
【結語】術前に子宮外向性発育を呈する分葉状腫瘍を認める際には，CDLを念頭に置き治療方針を決定する必要がある。

Cotyledonoid dissecting leiomyoma (CDL) is a rare benign uterine smooth muscle tumor with a placental 
leaf-like structure that develops during dissection of the muscle layer. A 37-year-old woman with gravidity 2 
and parity 2 presented with a chief complaint of hypermenorrhea and dysmenorrhea. Pelvic magnetic 
resonance imaging showed a large pelvic mass measuring 8.0×7.5cm containing multiple low-signal nodules 
on T2-weighted images surrounded by high or low-signal nodules on T2-weighted images. The border 
between the tumor and muscle layer was unclear, but some stalk-like structures were observed. The masses 
were located in the left posterolateral myometrial wall, with extrauterine extension. A laparoscopic total 
hysterectomy was performed on the suspicion of degenerated leiomyoma or CDL. Histological examination 
revealed a neoplasm consisting of spindle cell nodules, leading to the final diagnosis of CDL, primarily based 
on the tumorʼs growth appearance.

キーワード：子宮筋腫，cotyledonoid dissecting leiomyoma，腹腔鏡下子宮全摘術
Key words：�leiomyoma, cotyledonoid dissecting leiomyoma, laparoscopic total hysterectomy

緒　　　言

　Cotyledonoid Dissecting Leiomyoma: CDLは1996年に
Roth et al.が提唱した子宮平滑筋腫の亜型であり，肉眼
的に胎盤葉に類似した形態を示し，子宮筋層内を切り裂
くように進展することを特徴とする１）。その発育形態か
ら術前に悪性腫瘍との鑑別が困難な良性平滑筋腫瘍の
一つである２）。今回我々は，術前にCDLを鑑別疾患にあ
げ，変性子宮筋腫を伴う多発子宮筋腫の診断のもと腹腔
鏡下子宮全摘術を施行した一例を経験したので報告す

る。

症　　　例

　患者は37歳，２妊２産。既往歴・家族歴に特記すべ
き事項はない。過多月経，月経困難症を主訴に当院を
受診した。経腟超音波検査ではDouglas窩に子宮との境
界が不明瞭な７cm大の腫瘤を認めた（図１）。腹水の貯
留は認めなかった。卵巣腫瘍や子宮腫瘍との鑑別のた
め測定した腫瘍マーカーではCA125 16.4U/mL，CEA 
0.7�ng/�mL，SCC 1.0ng/mL，LDH 139IU/mLであり上昇
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を認めなかった。子宮頸部細胞診はNILM，子宮内膜細
胞診はclass Ⅱであった。造影CT検査ではリンパ節の腫
大や遠隔病変を認めなかった。骨盤部MRI検査では，
子宮後壁との境界が不明瞭な8.0×7.5cm大の腫瘤を認め
た。腫瘤は子宮後壁筋層内に多発する１cm大の小腫瘤
と子宮外に発育する１cm大の小腫瘤の集合体から構成
されていた。小腫瘤はT1強調像で筋層と同程度の信号
強度，T2強調像で筋層と同程度からやや高い信号強度
を呈していた。造影MRI T1強調像矢状断では子宮後壁
筋層内から外向性に発育する腫瘤の茎状構造物を認め，
発育する小腫瘤の一部は造影不良域を伴った（図２）。
拡散強調画像，ADC mapでは拡散制限を認めなかっ
た。T2強調像水平断では，子宮外に進展する小腫瘤が
後腹膜腔へ進展する像を呈していた（図３）。以上より，
術前診断は水腫様変性を来した多発子宮筋腫とし，小腫

瘤が子宮外向性に発育している点，筋層内を切り裂く様
に増殖している点からCDLを鑑別疾患とした。患者に
は変性した子宮筋腫を含む多発子宮筋腫であるが，発育
形態が非典型的であり，子宮を切り裂くように増生する
珍しい筋腫である可能性があること，臨床上は悪性所見
を認めないことを十分にインフォームドコンセント行
い，腹腔鏡下子宮全摘術を施行した。術中所見：腹水は
少量，子宮後壁左側から発育する超手拳大の腫瘤は，５
mmから15mm大の弾性軟な小腫瘤が分葉上に発育して
おり，表面に小血管の増生を認めた。外観は胎盤に類似
していた（図４）。腫瘤は子宮漿膜下と筋層内で増殖し
ており，左広間膜内から骨盤漏斗靭帯を這うようにして
後腹膜腔を頭側へ向け増生していた（図５）。両側付属
器は正常外観であった。広間膜に増殖する分葉上の腫瘤
を全て核出し，その後は通常通りの手順で腹腔鏡下子宮

図１　初診時経腟超音波像
子宮筋層との境界が不明朗なlow echoic lesionを認め
る。

図２　MRI画像　矢状断
筋層との境界が不明瞭な腫瘤はT1強調像で子宮筋層と同程度の信号強度，T2
強調像で一部高信号域を伴い，造影T1強調像では子宮筋層から外向性に茎状
の構造部物を認める（黄色矢印）。

図３　MRI画像水平断
T2強調像では，子宮漿膜下に小腫瘤の増生を認め，後腹膜腔へ進展している。
DWI（拡散強調画像）やADC map（拡散係数画像）では拡散制限を認めない。
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全摘術を施行した。腫瘤は超手拳大であったが，弾性軟
な小腫瘤の集積であったため細切せずに経腟的に回収し
た。手術時間は２時間47分，子宮重量は354gであった。
摘出標本では子宮後壁左側の筋層内を切り裂くように外
向性発育を呈する小腫瘤の集合体を認めた。MRIで茎状
構造物を呈していた部位は，筋腫とそれに囲まれた小血
管の集積であった（図６）。病理組織標本では，子宮筋
腫に典型的な紡錘形細胞が錯綜配列を示す小結節が子宮
筋層を切り裂くように増生しており，間質は著明な血管
増生と浮腫状変化を認めた（図７）。一方で子宮肉腫に
典型的な核分裂像や異型細胞，凝固壊死像は認めなかっ
た。以上より肉眼的所見並びに組織学的所見からCDL
と診断した。術後２年間，再発することなく経過してい
る。　

考　　　案

　子宮平滑筋腫瘍は産婦人科医が最も多く診察する良性
婦人科腫瘍である。一般的な平滑筋種は白色調の境界明
瞭な結節であり，割面は束状の構造が渦巻くように錯綜
している。子宮筋腫には多くの亜型が存在することが知
られており，CDLもその一つである。その歴史は比較的
浅く，1996年にRoth et al.により多結節・多分葉の腫瘍
が子宮外へ進展する形態が胎盤葉（Cotyledon）に肉眼
的に類似することから名付けられた１）。以降PubMed上
での報告は96例のみであり，稀な疾患である。しかし，
WHO分類の子宮筋腫の組織学的分類や子宮体癌取り扱
い規約　病理編においてもCDLについての記載があり，
婦人科医はCDLを正しく認識する必要がある。

図４　腹腔内所見１
子宮は超手拳大に腫大。左の子宮後壁より子宮外に発育す
る小腫瘤の集合体を認める。弾性軟。腫瘤の表面は小血管
が増生している。

図５　腹腔内所見２
子宮漿膜下から骨盤漏斗靭帯を這う様にして進展する小腫
瘤を認める。

図６　摘出標本
子宮後壁筋層内から増生する腫瘤を認め，肉眼的には胎盤に類似している。MRIで
茎状構造物を呈していた部位には黄白色の筋腫とその内側に増生する小血管の束
を認める（黄色矢印）。
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　94例のCDLをまとめたBuonomo et al.の報告による
と，その発症年齢は21歳から73歳（中央値：44歳）であ
り，主訴は通常の子宮筋腫と同様で腹部膨満感，月経異
常，下腹部痛の順に多い。腫瘍径は４cmから41cm（中
央値12cm）であり，高齢になるほど腫瘍径が縮小する
傾向にある３）。腫瘍マーカーはCA125が僅かに上昇する
のみでLDHの上昇は認めない４）。これまで多くの報告
で，術前にCDLと子宮悪性腫瘍との鑑別が困難であった
とされている２-５）。これは，CDLが比較的巨大な不整形
腫瘤を呈し，子宮筋層との境界が不明瞭なまま子宮外へ
進展することに起因する。CDLの鑑別疾患としては，
富細胞平滑筋腫，水腫状平滑筋腫，類粘液平滑筋腫など
の変性子宮筋腫，子宮平滑筋肉腫などがあげられるが，
鑑別方法は他の筋腫と同様にMRIで行われることが多
い。子宮平滑筋肉腫を考慮すべきMRIの所見としては，
辺縁の強い不整，周囲への浸潤，転移，広範な出血・壊
死を反映するT1強調像での淡い高信号，広い造影不良
域，T2強調像での低信号から高信号の多彩な信号およ
び強い内部不均一，強い拡散制限などが報告されてい
る６-７）。CDLは変異型を伴うこともあり，静脈内平滑筋
腫症を伴うものが４例８），転移性平滑筋腫を伴うものが
６例，水腫状平滑筋腫を伴うものが14例９-10），類上皮平
滑筋腫を伴うものが４例，脂肪平滑筋腫を伴うものが１
例報告されている３）。これらの非典型的所見を認める際
は，術前に筋腫と悪性腫瘍との鑑別を行うことは非常に
困難となる。本症例では，辺縁不整は認めたものの，明
らかに小腫瘤の集積であることがMRI上明確であり，出
血や壊死を示唆する所見がなかったこと，拡散制限を認
めなかったこと，筋層内から子宮外への特徴的な発育様
式を捉えることができたことから，術前の診断は比較的
容易であったと考えられる。
　術前診断で悪性腫瘍の可能性が極めて低いと判断でき
る症例においては，腹腔鏡での手術が行われることが多

い�11）。CDLは子宮漿膜下から広間膜内に発育し，小腫瘤
が連なる様に進展する特徴があるため，手術では腫瘤の
完全摘出が必要となる。発症年齢から子宮全摘術が選択
されることが多いが，妊孕性温存が必要な症例で悪性腫
瘍の可能性が極めて低いと判断できる症例においては子
宮筋腫核出術も選択されている。術後の再発は子宮全摘
術では75例中２例，子宮筋腫核出術では19例中１例にお
いて認めているが，再発症例はいずれも筋腫の不完全摘
出症例である３）。そのため術前評価では，腫瘤を取り残
さないよう子宮外へ進展したCDLの個数，位置を把握す
ることが肝要となる。術前に悪性腫瘍の可能性を否定で
きない妊孕性温存症例においては，術中迅速病理診断が
手術方針を決定する一助となる12）。

結　　　語

　非常に稀ではあるが，典型的な所見を呈するCDLに対
し腹腔鏡下子宮全摘術を施行した症例を経験した。子宮
筋層から子宮外に発育する辺縁不整な腫瘤を認める際に
は，CDLを念頭に置き治療方針を決定する必要がある。
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【連絡先】
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山口大学大学院医学系研究科産科婦人科学講座
〒 755-8505　山口県宇部市南小串 1-1-1
電話：0836-22-2288　FAX：0836-22-2287
E-mail：taishif0122@gmail.com
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令和５年度
島根産科婦人科学会・島根県産婦人科医会総会

第１回研修会 

日時：令和５年４月23日（日）13：15～16：40
会場：島根県医師会館（特別講演のみハイブリッド開催）

13：15〜15：00　総会・伝達講習 
　１）物故会員に対する弔意黙祷 
　２）挨　　拶 
	 （島根産科婦人科学会会長，島根県産婦人科医会会長） 
　３）事業報告 
　４）議　　事
	 令和４年度決算に関する件 
	 令和５年度事業計画に関する件
	 令和５年度予算に関する件 
　５）役員選出 
　６）伝達講習及びフリートーキング
	 槇　原　　　研　先生
	 澤　田　康　治　先生
	 江　田　芳　美　先生
	 岩　成　　　治　先生 
 
15：00～15：10　製品紹介 
　「プラチナ製剤感受性再発卵巣癌におけるリムパーザのエビデンス」 
	 アストラゼネカ株式会社 
 
15：10～16：10　特別講演� 座長：島根大学医学部産科婦人科学講座　教授　京　　　哲　先生
 
　「産婦人科領域における最近の超音波の話題と卵巣癌治療について」 
	 香川大学医学部母子科学講座周産期学婦人科学　教授
	 金　西　賢　治　先生 

地 方 学 会 欄
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16：10〜16：40　一般演題� 座長：松陽台佐藤クリニック　佐　藤　誠　也　先生 
 
　１．�「当院における無痛分娩の現状」
	 島根大学　産科婦人科
	 〇野々村由紀・皆本　敏子・槇原　　貫・中川　恭子・原賀　　光
	 　岡田　裕枝・福島瑠璃子・山下　　瞳・石橋　朋佳・石川　雅子
	 　折出　亜希・中山健太郎・金崎　春彦・京　　　哲 
 
　２．「当科におけるレンバチニブ・ペムブロリズマブ治療の現状」
	 島根大学　産科婦人科
	 〇原賀　　光・中山健太郎・槇原　　貫・中川　恭子・野々村由紀
	 　岡田　裕枝・福島瑠璃子・山下　　瞳・石橋　朋佳・石川　雅子
	 　折出　亜希・皆本　敏子・金崎　春彦・京　　　哲
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第74回愛媛県産婦人科医会学術集談会

日時：令和５年５月20日（土）
　　　14：50〜19：00
会場：リジェール松山７階　ゴールドホール　
　　　松山市南堀端町２-３　TEL 089-948-5631
　　　（現地開催）

第１群（14：50〜15：20）� 座長　池　田　朋　子

　１）敗血症を伴った流死産の３症例
	 愛媛県立中央病院　産婦人科
	 城戸　香乃・池田　朋子・島瀬奈津子・伊藤　　恭・山内　雄策
	 大木　悠司・横畑　理美・上野　愛実・田中　寛希・森　　美妃
	 阿部恵美子・近藤　裕司

　２）外傷性肝損傷をきたしたHDPの一例
	 松山赤十字病院　産婦人科
	 藤田茉由貴・瀬村　肇子・高崎　　萌・江崎　高明・平山　亜美
	 上甲由梨花・里見　雪音・中溝めぐみ・中野　志保・本田　直利
	 高杉　篤志・信田　絢美・梶原　涼子・栗原　秀一

　３）HDPと将来の生活習慣病およびCDKAL１（rs7754840）との関連 
　　　～東温スタディ～
	 愛媛大学大学院医学系研究科　産科婦人科学
	 井上　翔太①　　　　　・大塚　沙織・河端　大輔・田口　晴賀
	 井上　奈美・中橋　一嘉・井上　　唯・今井　　統・恩地　裕史
	 矢野　晶子・加藤　宏章・宮上　　眸・村上　祥子・安岡　稔晃
	 森本　明美・内倉　友香・宇佐美知香・松原　裕子・藤岡　　徹
	 松元　　隆・松原　圭一・杉山　　隆

第２群（15：20〜16：10）� 座長　森　本　明　美

　４）脳梗塞を発症したTrousseau症候群の３例
	 愛媛大学大学院医学系研究科　産科婦人科学
	 田口　晴賀・森本　明美・河端　大輔・大塚　沙織・井上　奈美
	 中橋　一嘉・井上　　唯・恩地　裕史・今井　　統・井上　翔太
	 加藤　宏章・宮上　　眸・村上　祥子・安岡　稔晃・内倉　友香
	 宇佐美知香・松原　裕子・藤岡　　徹・松元　　隆・松原　圭一
	 杉山　　隆
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　５）妊娠初期より持続する性器出血に苦慮した広汎子宮頸部摘出術後妊娠の一例
	 愛媛大学大学院医学系研究科　産婦人科学
	 河端　大輔・森本　明美・松元　　隆・田口　晴賀・大塚　沙織
	 井上　奈美・中橋　一嘉・井上　　唯・矢野　晶子・恩地　裕史
	 今井　　統・井上　翔太・加藤　宏章・宮上　　眸・村上　祥子
	 安岡　稔晃・内倉　友香・宇佐美知香・松原　裕子・藤岡　　徹
	 杉山　　隆

　６）当院における子宮体癌に対する腹腔鏡下手術の検討
	 松山赤十字病院　産婦人科
	 中野　志保・栗原　秀一・藤田茉由貴・高崎　　萌・江﨑　高明
	 平山　亜美・上甲由梨花・里見　雪音・中溝めぐみ・瀬村　肇子
	 本田　直利・高杉　篤志・信田　絢美・梶原　涼子

　７）再発子宮体癌に対し免疫チェックポイント阻害剤で病状進行した場合の次の手は？
	 国立病院機構四国がんセンター　婦人科
	 日比野佑美・横山　貴紀・藤本　悦子・坂井　美佳・大亀　真一
	 竹原　和宏

　８）閉経後女性の子宮頸部上皮内病変に対する当院における治療の現状
	 愛媛大学大学院医学系研究科　産科婦人科学
	 森本　明美・大塚　沙織・河端　大輔・田口　晴賀・井上　奈美
	 中橋　一嘉・加藤　宏章・宮上　　眸・村上　祥子・安岡　稔晃
	 内倉　友香・宇佐美知香・松原　裕子・松原　圭一・松元　　隆
	 杉山　　隆

第３群（16：10〜17：00）� 座長　田　中　寛　希

　９）腹腔鏡下に温存し得た広汎性卵巣浮腫の一例
	 松山赤十字病院　産婦人科
	 高崎　　萌・高杉　篤志・藤田茉由貴・江崎　高明・平山　亜美
	 上甲由梨花・里見　雪音・中溝めぐみ・中野　志保・瀬村　肇子
	 本田　直利・信田　絢美・梶原　涼子・栗原　秀一

　10）当科におけるロボット支援腹腔鏡下子宮全摘術の短期成績 
　　　−腹腔鏡下子宮全摘術（TLH）との検討−
	 愛媛大学大学院医学系研究科　産科婦人科学
	 大塚　沙織・中橋　一嘉・藤岡　　徹・河端　大輔・田口　晴賀
	 井上　奈美・井上　翔太①　　　　　・井上　　唯・今井　　統
	 恩地　裕史・矢野　晶子・加藤　宏章・宮上　　眸・村上　祥子
	 安岡　稔晃・森本　明美・内倉　友香・宇佐美知香・松原　裕子
	 松元　　隆・松原　圭一・杉山　　隆
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　11）後期研修における腹腔鏡下子宮全摘術（TLH）のラーニングカーブの検討
	 愛媛県立今治病院　産婦人科１）

	 愛媛県立中央病院　産婦人科２）

	 石村　景子１）・田中　寛希２）・城戸　香乃２）・島瀬奈津子２）・伊藤　　恭２）

	 山内　雄策２）・大木　悠司２）・横畑　理美２）・上野　愛実２）・池田　朋子２）

	 森　　美妃２）・阿部恵美子２）・近藤　裕司２）

　12）ダブルバイポーラ法を用いたロボット手術導入
	 愛媛県立中央病院　産婦人科
	 田中　寛希・近藤　裕司・城戸　香乃・島瀨奈津子・山内　雄策
	 伊藤　　恭・大木　悠司・横畑　理美・上野　愛実・池田　朋子
	 森　　美妃・阿部恵美子

　13）高齢者に発症した陰唇癒着症の一例
	 愛媛県立中央病院　産婦人科
	 島瀨奈津子・森　　美妃・城戸　香乃・伊藤　　恭・山内　雄策
	 大木　悠司・横畑　理美・上野　愛実・池田　朋子・田中　寛希
	 阿部恵美子・近藤　裕司

特別枠（17：10～17：40）� 座長　内　倉　友　香

　『Ductal shockをきたす動脈管依存性心疾患の早期発見を目指して』

　「大動脈縮窄・離断の出生前診断」
	 愛媛大学医学部附属病院　小児科
	 太　田　雅　明　先生

　「新生児における大動脈閉塞性疾患のスクリーニング方法の検討」
	 愛媛県立中央病院　新生児内科
	 丸　山　なつき　先生

学術講演（17：40～18：00）
	 科研製薬株式会社　

特別講演（18：00〜19：00）� 座長　杉　山　　　隆 

　『NIPT時代の超音波検査の活用』
	 香川大学医学部母子科学講座周産期学婦人科学　教授　
	 金　西　賢　治　先生
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令和５年度
鳥取産科婦人科学会
鳥取県産婦人科医会

総会ならびに学術講演会

日時：令和５年５月28日（日）13：30〜17：20
会場：西部医師会館
　　　鳥取県医師会館
　　　中部医師会館

特別講演
� 座長　鳥取産科婦人科学会会長　谷　口　文　紀

　「婦人科内視鏡手術の近未来像を描く～歴史的経緯とエビデンスの整理，そして未来展望まで～」
	 島根大学医学部　産科婦人科学　教授
	 京　　　　　哲　先生

一般講演

　Session １（14：40～15：08）� 座長　高　橋　弘　幸（鳥取県立中央病院）

　１．当院における三胎および四胎妊娠の周産期予後の検討
	 鳥取大学
	 ○川部早英子・元村　衣里・中嶋　真大・牧尾　　悟・宮本　圭輔
	 　柳樂　　慶・原田　　崇・谷口　文紀

　２．当院において胎児診断され生後異なる診断に至った先天性心疾患症例の検討
	 鳥取大学　周産期・小児医学分野
	 〇美野　陽一・山﨑隼太郎・清水　敬太・上田　善之・上桝　仁志
	 　今本　　彩・宮原　史子・三浦　真澄・難波　範行

	 鳥取大学　産科婦人科学分野
	 　原田　　崇・谷口　文紀

　３．胎児しゃっくり運動が胎児動脈血流に及ぼす影響（動脈による差）
	 母と子の長田産科婦人科クリニック
	 ○伊藤　隆志・門脇　浩司・大野原良昌
	 博愛病院
	 　石原　幸一・片桐千恵子

　４．当院におけるNIPTの現状～新認証制度による影響～
	 鳥取県立中央病院
	 ○高橋　弘幸・圓井　孝志・山根恵美子・上垣　　崇・野中　道子
	 　竹中　泰子
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　Session ２（15：10～15：38）� 座長　佐　藤　慎　也（鳥取大学）

　５．当院における遺伝性乳癌卵巣癌症候群症例に対するリスク低減卵管卵巣摘出術の経験
	 鳥取県立中央病院
	 ○野中　道子・圓井　孝志・山根恵美子・上垣　　崇・竹中　泰子
	 　高橋　弘幸

　６．骨盤内放線菌症を合併し診断に苦慮した子宮頸癌の一例
	 鳥取大学
	 ◯細川　雅代・工藤　明子・大川　雅世・曳野　耕平・飯田　祐基
	 　澤田真由美・小松　宏彰・佐藤　慎也・谷口　文紀

　７．妊娠中に発見された進行乳がんの一例
	 鳥取県立厚生病院
	 ○山本　康嗣・森山真亜子・木山　智義・周防　加奈

　８．子宮体癌IA期に対するロボット支援下手術の意義
	 鳥取大学
	 ○澤田真由美・小松　宏彰・大川　雅世・曳野　耕平・飯田　祐基
	 　細川　雅代・工藤　明子・佐藤　慎也・谷口　文紀

　Session ３（15：40～16：15）� 座長　岩　部　富　夫（山陰労災病院）

　９．子宮マニピュレーター留置により子宮仮性動脈瘤をきたした１例
	 鳥取県立中央病院
	 ○藤岡　里奈・山根恵美子・圓井　孝志・上垣　　崇・野中　道子
	 　竹中　泰子・高橋　弘幸

　10．フィンランド式サウナ浴がヒトの造精機能に及ぼす影響に関する文献的検討
	 鳥取赤十字病院
	 ○竹内　　薫

　11．当院における生殖補助医療～保険適用後の変化もあわせて～
	 鳥取県立中央病院
	 ○上垣　　崇・山根恵美子・圓井　孝志・野中　道子・竹中　泰子
	 　高橋　弘幸

　12．尿管周囲癒着の評価にDIPは有効か？～TLH症例からの後方視的検討～
	 鳥取大学
	 ○東　　幸弘・中嶋　真大・松本　芽生・長田　広樹・和田　郁美
	 　池淵　　愛・佐藤　絵理・谷口　文紀

　13．医史の中の婦人科学「検査篇」
	 安来市立病院
	 ◯水田　正能
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令和５年度
山口産科婦人科学会・山口県産婦人科医会

総会ならびに学術講演会

会期　令和５年６月４日（日）８：55〜15：35
会場　山口県医師会館　会議室
　　　山口市吉敷下東３-１-１　山口県総合保健会館　６F
TEL　083-922-2510（代表）

レイトモーニングセミナー
	 （共催：日本新薬株式会社）

特別講演　11：00～12：00
� 座長　山口大学大学院医学系研究科産科婦人科学講座　教授　杉　野　法　広　先生

　『生殖補助医療―当院の軌跡―』
	 演者　英ウィメンズクリニック　理事長
	 　　　塩　谷　雅　英　先生

薬剤情報提供　12：00～12：10

　『鉄欠乏性貧血治療剤　モノヴァー静注500mg/1000mg』
	 日本新薬株式会社　松島　史弥

※特別講演：日本専門医機構の産婦人科領域講習１単位を発行いたします。

一般演題Ⅰ（９：00～10：52）

　９：00～９：24　内分泌不妊・女性医学� 座長　浅　田　裕　美　先生

　１　顕微授精時の卵細胞膜の伸展性と受精率，胚発育との関係
	 山口大学
	 ○高橋ひとみ・三原由実子・田村　　功・米田　稔秀・城下　亜文
	 　藤村　大志・白蓋雄一郎・杉野　法広

　２　着床不全における子宮内膜CD138免疫染色の有用性
	 山口県立総合医療センター
	 ○松井　風香・浅田　裕美・藤井菜月美・伊藤麻里奈・西本　裕喜
	 　三輪一知郎・讃井　裕美・田村　博史・佐世　正勝・中村　康彦

　３　帝王切開瘢痕症候群による続発性不妊症に対し子宮鏡下瘢痕部焼灼術を行った５例
	 徳山中央病院
	 ○山縣　芳明・新井　響子・松尾　美結・樫部真央子・高木　遥香
	 　澁谷　文恵・中川　達史・平林　　啓・沼　　文隆
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　９：24～９：48　腹腔鏡下手術１� 座長　末　岡　幸太郎　先生

　４　当院における子宮全摘併用腹腔鏡下仙骨腟固定術の導入と短期成績
	 山口赤十字病院
	 ○小作　大賢・平塚　由貴・井上浩太朗・南　　星旭・髙石　清美
	 　月原　　悟・申神　正子・金森　康展

　５　当院におけるロボット支援下手術の導入と今後の課題
	 徳山中央病院
	 ○平林　　啓・中川　達史・新井　響子・松尾　美結・樫部真央子
	 　高木　遥香・澁谷　文恵・山縣　芳明・沼　　文隆

　６　当院における婦人科疾患に対するロボット支援下手術の現状
	 山口大学
	 ○竹谷　俊明・坂井　宜裕・爲久　哲郎・岡田　真希・梶邑　匠彌
	 　田村　　功・末岡幸太郎・杉野　法広

　９：48～10：20　腫瘍� 座長　中　川　達　史　先生

　７　トルソー症候群様の病態を呈したCA125高値を伴う子宮腺筋症の１例
	 山口大学
	 ○城下　亜文・白蓋雄一郎・米田　稔秀・高崎ひとみ・三原由実子
	 　田村　　功・竹谷　俊明・杉野　法広

　８　当院における子宮頸癌ⅣB期治療の後方視的検討
	 山口大学
	 ○鷹巣　　剛・梶邑　匠彌・坂井　宜裕・爲久　哲郎・岡田　真希
	 　竹谷　俊明・末岡幸太郎・杉野　法広

　９　進行卵巣癌に対するPAOLAレジメン施行例の治療経過
	 徳山中央病院
	 ○高木　遥香・新井　響子・松尾　美結・樫部真央子・澁谷　文恵
	 　中川　達史・山縣　芳明・平林　　啓・沼　　文隆

　10　bevacizumabにより腹水コントロールが可能であった再発腹膜癌の２例
	 山口県立総合医療センター
	 ○藤井菜月美・三輪一知郎・伊藤麻里奈・松井　風香・西本　裕喜
	 　浅田　裕美・讃井　裕美・田村　博史・佐世　正勝・中村　康彦

　10：20～10：52　周産期１� 座長　月　原　　　悟　先生

　11　Nager症候群に対してEXITにより救命した１例
	 山口県立総合医療センター
	 ○伊藤麻里奈・三輪一知郎・藤井菜月美・松井　風香・西本　裕喜
	 　浅田　裕美・讃井　裕美・田村　博史・佐世　正勝・中村　康彦



156 Vol.72 No.1

　12　当院における心室中隔欠損単独症例に対する胎児診断の現状
	 山口赤十字病院
	 ○月原　　悟・平塚　由貴・井上浩太朗・小作　大賢・南　　星旭
	 　髙石　清美・申神　正子・金森　康展

　13　胎児上部消化管閉鎖症例の周産期予後の検討
	 山口大学
	 ○米田　稔秀・品川　征大・末田　充生・三原由実子・村田　　晋
	 　前川　　亮・杉野　法広

　14　胎児期から診断・管理した双胎貧血多血症の一例
	 山口大学
	 ○末田　充生・村田　　晋・田村　雄次・三原由実子・品川　征大
	 　前川　　亮・杉野　法広

一般演題Ⅱ（14：00～15：28）

　14：00～14：24　周産期２� 座長　三　輪　一知郎　先生

　15　胎児期発症が疑われた新生児QT延長症候群の１例
	 山陽小野田市民病院
	 ○田中結美子・川﨑　真奈・藤田　麻美・住浪　義則・村上　明弘

　16　救命し得た臨床的羊水塞栓症の１例
	 済生会下関総合病院
	 ○具嶋　洸之・折田　剛志・平岡あきね・関谷　　彩・中村真由子
	 　田邊　　学・丸山　祥子・森岡　　圴・嶋村　勝典

　17　当院における１ポイントGDMについての検討
	 山陽小野田市民病院
	 ○藤田　麻美・村上　明弘・川﨑　真奈・田中結美子・住浪　義則

　14：24～14：56　腹腔鏡下手術２
� 座長　竹　谷　俊　明　先生

　18　当院における経腟内視鏡アプローチによる骨盤臓器脱手術の経験
	 山口赤十字病院
	 ○井上浩太朗・南　　星旭・平塚　由貴・小作　大賢・髙石　清美
	 　月原　　悟・申神　正子・金森　康展

　19　当院で施行した全腹腔鏡下子宮全摘術における，側方アプローチと後方アプローチの検討
	 長門総合病院
	 ○中島　博予・今川　天美・中島　健吾

　20　当院での腹腔鏡手術の現状と周術期合併症について
	 済生会下関総合病院
	 ○平岡あきね・田邊　　学・具嶋　洸之・関谷　　彩・中村真由子
	 　折田　剛志・丸山　祥子・森岡　　圴・嶋村　勝典
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　21　腹腔鏡下手術後に判明した上皮内癌を有する成熟嚢胞性奇形種の１例
	 山口大学
	 ○田村　雄次・竹谷　俊明・米田　稔秀・坂井　宜裕・爲久　哲郎
	 　岡田　真希・梶邑　匠彌・田村　　功・前川　　亮・末岡幸太郎
	 　杉野　法広

　14：56～15：28　周産期３� 座長　嶋　村　勝　典　先生

　22　当院における無痛分娩の検討
	 徳山中央病院
	 ○新井　響子・高木　遥香・平田　博子・松尾　美結・樫部真央子
	 　澁谷　文恵・中川　達史・山縣　芳明・平林　　啓・沼　　文隆

　23　帝王切開術後の肥厚性瘢痕の発生
	 山口赤十字病院
	 ○平塚　由貴・小作　大賢・井上浩太朗・南　　星旭・髙石　清美
	 　月原　　悟・申神　正子・金森　康展

　24　特別養子縁組家族のために　医療情報が必要な理由について
	 田中病院
	 ○田中　泰雅

　25　令和４年山口県周産期死亡調査報告
	 山口県周産期医療研究会
	 ○佐世　正勝・森岡　　圴
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第74回広島産科婦人科学会総会

会期：令和５年９月３日（日）9：00〜12：30
会場：広仁会館・WEBハイブリッド開催
　　　広島県広島市南区霞１-２-３　広島大学医学部霞キャンパス内

プログラム
Ⅰ．開会挨拶　（９：00～９：05）� 　広島産科婦人科学会　会長　工　藤　美　樹　先生

Ⅱ．一般演題

第Ⅰ群（９：05～９：55）� 　座長　水之江　知　哉　先生（呉医療センター・中国がんセンター）

　１．膠原病による腸炎との鑑別を要し，管理に苦慮した成熟奇形腫破裂後の化学性腹膜炎の一例
	 広島大学病院　産婦人科１・東広島医療センター　産婦人科２

	 ○菰下　智貴１・田中　教文２・増成　寿浩２・野村　奈南２

	 　佐藤　優季２・定金　貴子２・浦山　彩子２

　	 　
　２．当科で行ったモルセレーション式子宮鏡下手術（Myosure）150例の臨床報告
	 土谷総合病院　産婦人科
	 ○鍵元　淳子・原　　鐵晃・小出　千絵・吉本真奈美・道方　香織
	 　金子　朋子・土谷　治子
　	 　
　３．子宮腺筋症合併の過多月経による高度貧血にもかかわらず，肺血栓塞栓症を合併した一例
	 福山市民病院　産婦人科
	 ○早田　　桂・篠﨑真里奈・兼森　美帆・髙原　悦子・青江　尚志
　
　４．当院における若年妊娠の現状
	 市立三次中央病院　産婦人科
	 ○西本　祐美・張本　　姿・藤田真理子・熊谷　正俊

　５．妊娠37週に妊娠中の特発性腹腔内出血（SHiP）による母体出血性ショック，子宮内胎児死亡を来した一例
	 広島市立広島市民病院　産婦人科
	 ○濱田　真彰・築澤　良亮・藤川　　淳・德本　佑奈・保﨑　憲人
	 　坂井　裕樹・田中奈緒子・森川　恵司・植田麻衣子・玉田　祥子
	 　関野　　和・依光　正枝・上野　尚子・石田　　理・児玉　順一

　６．骨盤位に対する外回転術の成績と安全対策
	 尾道総合病院　産婦人科
	 ○松島　彩子・柴村　奈月・野田　　望・上田　明子・坂下　知久
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第Ⅱ群（９：55～10：35）� 座長　田　中　教　文　先生（東広島医療センター）

　７．高度肝機能障害と黄疸を伴った妊娠初期の甲状腺機能亢進症の一例
	 呉医療センター・中国がんセンター　産婦人科
	 ○小原　颯太・山根　尚史・好澤　茉由・菅　裕美子・佐川麻衣子
	 　中村　紘子・水之江知哉
　	 　
　８．多施設・多職種連携により治療介入したPotter症候群の一例
	 県立広島病院　産婦人科
	 ○影山　優花・北村　美緒・平野　章世・友野　美穂・綱掛　　恵
	 　中島祐美子・白山　裕子・三好　博史

　９．当院における外来子宮鏡手術の導入と取り組みについて
	 中電病院　産婦人科
	 ○芥川　秀之・正路　貴代・大谷　恵子・内藤　博之

　10．深部静脈血栓症および肺動脈塞栓症を合併し，治療・管理に苦慮した子宮筋腫の一例
	 福山医療センター　産婦人科
	 ○今福　紀章・坂田周治郎・小川麻理子・藤田　志保・岡田　真紀
	 　山本　　暖

　11．当科におけるがん遺伝子パネル検査の現況
	 広島市立北部医療センター安佐市民病院　産婦人科
	 ○福田　修司・本田　　裕・伊勢田侑鼓・梅木　崇寛・隅井ちひろ

Ⅲ．教育セミナー（10：40～11：00）
� 座長　広島大学大学院医系科学研究科　産科婦人科学　教授　工　藤　美　樹　先生

　「激痛を伴う難治性外陰潰瘍」
	 小川胃腸科内科産婦人科医院
	 小　川　一　三　先生

　「専門医制度について」
	 広島地方専門医制度委員会
	 向　井　百合香　先生

Ⅳ．特別講演（11：20～12：30）

　演題「妊娠糖尿病 Update」
座長　広島大学大学院医系科学研究科　産科婦人科学　教授　工　藤　美　樹　先生

� 講師　愛媛大学大学院医学系研究科　産科婦人科学　教授　杉　山　　　隆　先生
� 共催　キヤノンメディカルシステムズ株式会社　コニカミノルタジャパン株式会社

〈役員会〉９：15～10：15
〈総　会〉11：00～11：20
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令和５年度
第２回島根産科婦人科学会学術集会

島根県産婦人科医会研修会
若手産科医師研修会

日時：令和５年９月10日（日）14：00〜17：00
場所：出雲医師会館

プログラム 
14：00〜	 製品紹介「セプラフィルム」について 
14：10〜14：20	 学会会長・医会会長　挨拶 
14：20〜16：00	 伝達講習，一般演題  
16：00～17：00	 特別講演 

特別講演 
座長：島根大学医学部　産科婦人科学　京　　　　　哲　先生 

 
　「胎児発育不全の周産期管理 UPDATE」          
	 大阪母子医療センター　周産期診療局長　石　井　桂　介　先生 
 
一般演題 
� 座長：雲南市立病院　産科婦人科　今　村　加　代　先生 
 
　１．自然発症卵巣過剰刺激症候群の一例 
	 島根大学　産科婦人科 
	 〇岡田　裕枝・折出　亜希・槇原　　貫・原賀　　光・中川　恭子
	 　山下　　瞳・石川　雅子・皆本　敏子・金崎　春彦・京　　　哲 
 
　２．緊急帝王切開後に非外傷性急性硬膜下血腫を発症した一例 
	 浜田医療センター　産婦人科 
	 〇菅野　晃輔・坪倉かおり・小林　正幸 
 
　３．希少がん合併妊娠の一例 
	 松江赤十字病院　産婦人科 
	 〇池野屋美智子・澁川　昇平・石原とも子・澤田　康治・藤脇　律人
	 　真鍋　　敦 
 
　４．産科危機的出血における当院の取り組み 
	 島根大学　産科婦人科 
	 〇槇原　　貫・皆本　敏子・原賀　　光・中川　恭子・岡田　裕枝
	 　山下　　瞳・石川　雅子・折出　亜希・金崎　春彦・京　　　哲
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査読者一覧（五十音順）

岩佐　　武（徳島）・氏原　悠介（高知）・牛若　昴志（高知）・太田　啓明（川崎）

大森由里子（広島）・小川千加子（岡山）・折出　亜希（島根）・金西　賢治（香川）

鎌田　泰彦（岡山）・京　　　哲（島根）・工藤　美樹（広島）・下屋浩一郎（川崎）

末岡幸太郎（山口）・杉野　法広（山口）・杉原　弥香（川崎）・杉山　　隆（愛媛）

田中　宏和（香川）・谷口　佳代（高知）・谷口　文紀（鳥取）・都築たまみ（高知）

友野　勝幸（広島）・永井　立平（高知）・新田絵美子（香川）・野坂　　豪（広島）

花岡有為子（香川）・本郷　淳司（川崎）・前田　長正（高知）・増山　　寿（岡山）

松原　圭一（愛媛）・松原　裕子（愛媛）・向井百合香（広島）・村田　卓也（川崎）

山﨑　友美（広島）
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