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リンパ管腫12例の検討
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は　じ　め　に

寵性状II ;蝣、.押帖i主に・トリ古11蝣/n;';!J.航九二

好発し,その軟らかくブヨブヨした性状から

cystic hygromaとも呼ばれる.本症は,頚部

や肢駕に波動を有する境界不明瞭な軟らかい施

唐として触知され,発生年令などを考慮に入れ

ると診断は比較的容易である.

リンパ管柾は病理学的には,単純性リンパ管

撞,海綿状リンパ管隆,嚢胞状リンパ管月重の三

型に大別されるさ)これらが単- ・の型で存-/tする

事は少なく,一般にmixingした>), overload-

ingした里をとる事が多い.肉眼的には多房性

で径1mm-5cm天の多くの嚢胞から成U,これ

らの嚢抱は互いに癒合し,リンパ液でみたされ

ている.

本症の成因としてSabin21は,胎性8週まで

に静脈系から発生した5つの原始リンパ嚢から

リンパ系が形成される過程で,本来のリンパ系

から分離発育したものがこの嚢胞状リンパ管肢

とした　Bill"らは,その成因を局所リン/ヾ流

の途絶によるリンパ系の拡張としている.本症

の木質は過誤陣と腫場の境界線上にあるとする

人や新生物を作り出すpotentialはなくvascular

malformationであるとする八号)等種々の説が

%m

このような病理学的,発生学的性状を有する

リンパ管臆は,ことに頚部に発生した場合しば

しば嚢胞状となり,神経,筋,血管をとりまき,

浸潤性に発育している場合が多く,良性腫場で

あるのにその外観は異様で,治療に難渋する事

が少なくない.昭和49年4月から昭和58年5月

までの10年間に第一外科にて治療を行った本症

は12例でありこれらの症例を対象として検討を

行い,治療について考察を加えた.

症　　　　　例

過去10年間に治療を行ったi川ンパ管腫症例は

table lの如く12例で,男性4例(33%),女性

8例(67%)で,女性に多く認められた.本

症の発生部位は頚部が8例(67%　と最も多

く,肩2例(16.6%)眼識hlよび前腕が各々1

例であった　Fig. 1, 2),左右別では頚部にお

いて右側7倒(87%)左側1例(12%)で,右

側に多く,両側発症は認めていない.丈,頚部

でも詳細に発生部位を見ると,顎下部,鎖骨上

雷,舌下部や,舌下部から顎下部,旅寓にまで

広範にわたるものなど様々であった.

本症の発生時期では,生下時に気づかれた例

は6例(50%)で, 2才以内は3例　25%),

2才以上は3例　25%;で,症例の半数は出生

時に認められ,症例の75%は2才以内であった.

しかし著者らの症例では比較的まれとされる15

才以上の発生例が2例に認められた.

m.癖の大きさは,くるみ大から小'」頭大まで

梯々で,右頚部に発生した起手挙大の1例では

呼吸障害を,舌下部に発症した1例では軽度の晒

乳障害を認めた.

穿刺吸引は11例について行われ,リンパ液8

例,血性リンパ液3例であった.

摘出手術は9例に行われ,完全摘出6例,香

完全摘出3例で,完全摘出率は66%であった.

不完全摘出例の術後1例に再発を認めたが,再

手術により軽快し, 1例に創感染,リンパ液の

漏出を認めたが,保存的療法により軽快した.
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Fig. 1 A large lymphangioma of the axilla (case 3) (upper) and a fist-sized lymphangioma of

the submaxilla (case 5) (bottom).

Fig. 2　Photomicrograph of a representative area of lymphangioma showing the large irregular

spaces with uneven wall-thickness (upper) (HE, × 40). The spaces are lined by flat endothelial cells

and the wall is composed of the fibrous connective tissue with scattered lymphocytic infiltrates

(bottom) (HE, × 100).



197 山里　賂仁　ほか

術後に神経損傷などの合併症は認めていない.

Bleomycin　以下BLM)の局所注入療法は

3例に行った. 1回1mg/kgのBLMを週1回局所

に注入した. 3　　回の注入で全例に性癖の繍

少を認めその効果は著明であった.本療法での

副作用は認めていないが現在外来にてfollow

up中である.

本症の治療で臨症上特に問題となるものは,

良性帳場であるのに救急治療を不可欠とする例

がある事であり,その代表として頚部や縦隔に

発生し呼吸障害を伴うものや,舌下部腹痛で噛

乳障害を起すような症例である.これら直接腫

癌の物理的圧迫により救急治療を必要とする障

害を惹起するものは,しばしば生下時より認め

られ急速に増大する傾向を有する.そこで救急

治療を要した代表的な症例を供覧する.

症例1 :嘉○名○織　3ヵ月　女児

主訴:右耳介後部より前胸部に至る桂庵

現病歴:生下時より右頚部に鶏卵大の月重病を

認めていた.腫痛は急速に増大し3ヵ月後には

耳介後部より前胸部にかけて巨大(15.7c.itXIO.5

cm)となり　Fig.3),呼吸障害も認めたため

緊急入院となった.

検査所見:赤血球433×lOVmmヲ　白血球17400

/mm-　モグロビン15.1g/d」,ヘマトクリット44

%,血小板71×104/�"3

尿検査,肝機能検査に異常を認めない.又出

血時間,血液疑圃時間も正常であった.

胸頚部レントゲン単純撮影では頚部に軟部腰

痛陰影を認め,気管は左側に圧排され偏位し,

Fig. 3　A lymphangioma of the neck at one week of age (case 1) (upper). The patient developed

respiratory distress, requiring emergency surgery,

The cut surface of the resected tumor shows numerous cystic spaces (bottom).



リンパ管瞳

右上肺野にスリガラス様陰影を認めた.軟部腰

痛中には石灰化像を認めない.

手術所見:嚢艦は多房性でうすい被膜につつ

まれており血液性内容の黒褐色の嚢胞と薬液性

内容の黄白色の嚢胞が混在L Fig. 3),周囲

の筋組織や内騒動静脈,神経をまき込んで増殖,

浸潤し,下方は鎖骨下まで達し一部縦隔内へ発

育していた.性癖は鎖骨上部で切除し,残存部は

嚢胞を切開してイソジンを塗布し切除部位にド

レーンを挿入し手術を終了した.

術後,リンパ液の漏出と創感染を認め施療は

一時増大した.しかし感染創の軽快とともに腫

痛は縮少し退院した.

症例2 :仲○奈○子10日　女児

主訴:右顎下部より舌下に至る腫癌

現病歴:生下時より右顎下部から舌下部に至
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る手挙大の腫痛があり,わずかながら晴乳障害

を認めた　Fig.4).しかし呼吸障害の発生や

哨乳障害の増悪が予想されたため当科に紹介さ

れた.

検査所見:検血,生化学的検査,尿検査に異

常なく,胸部Ⅹ線撮影でも異常を認めなかった.

治療:嚢柾が顎下部より舌下部に存在し,手

術で顔面神経枝の損傷が予想されたため先ず

BLMの局所注入療法を行った.水溶性BLM

を1mg/m」とし1回2mgを舌下および顎下桂庵

に週1回分割投与した.初回より注入部位に一

致して碩緒を認めたが,発熱,消化器症状など

の副作用は認めなかった. 4回自注入境より顎

下部,舌下部の腫癌は縮少し軽快している(Fig.

4上現在は注入後2年4ヵ月になるが再発の徽候

を認めていない.

Fig. 4　A lymphangioma of the right submaxilla, involving the floor of the mouth and the tongue

(case 2) (upper).

Two months after local injection of BLM, the tumor reduced the size with subsequent improvemer止

of swallowing disturbance (bottom).
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考　　　　　察

嚢胞状1)ンパ管腫の好発部位は文献上でも頚

部周辺に最も多く, Gross4'の報告では112例中

101例(90%),世良5)の24例中20例(83%)で

あって,自験例12例中9例(75%)が頚部及び

その周辺に発生していた.このように好発する

頚部はSabin:の言う原始リンパ嚢のうち最も

初期に形成され,最も大きいJugular lymph

sacの部位に一致している.左右別ではGross4'

の報告例中,顕部発生例では右側39例,左側52

例,世良5)の報告では右側12例,左側7例,池

田6)の報告では右側4例,左側9例と一定の傾

向は認めないが,自験例では右側8例に対して

左側は1例しかなく圧倒的に右側に多く認めた.

両側発生例は少なくGross4'の112例中7例(6.2

%)であり,このように両側発生例が少ない事

より1つのリンパ流の領域に限局する傾向があ

るとされている.頚部に発生する症例の2-3

%は縦隔内に延び　cervicomediastmal lmph-

angiomaと呼ばれる7)このような症例では腫癌

の増大により種々の圧迫症状を呈する.すなわ

ち気道圧迫による呼吸障害,チアノーゼ,食道

圧迫による噴下障害などである　Gross7　は自

験例2例を加えて21例のcervicomediastmal

lymphangiomaの症例を報告し,そのうち4例が

死亡し,八上8)の報告では3例中1例が死亡し

ている.本症は上気道に隣摸して存在するため,

腰痛-の感染や月重癌内-の出血により,臆病は

急速に増大し気道圧迫を起す危険がある.著者

らの症例では1例で縦隔内への浸潤を認め,鎖

骨上部までの月重痛を可及的に摘出し,残存嚢胞

の開放およびイソジンの塗布を行った.術後創

感染を起し腹痛増大を一時的に認めたが,感染

の消過に伴い腫癌は縮少消失した.

本症は生下時にすでに認められる場合が多く,

大部分は2オ以内に発見される　Gross4)によ

れば50-60%が1年以内に,又80-90%が2年

以内に見出され,池田9)の報告では額部リン

パ管腫57例中すでに出生時に気づかれたものは

34例(60%), 2才未満で発見される率は93%

であったとしている.自験例では2才以内発症

例は9例(75%)であり,これら発生年令を考

慮すると先天性素因の上に発生すると考えられ

るが,比較的まれとされる15オ以上の発生例を

2例経験しており興味深い.

本症は時として感染のあと部分的,あるいは

完全に退縮する事もあるが,治療として著者ら

は外科的に切除する事が有効で確実な方法と考

えている.

月重痛はその発生部位,大きさ,広がりが多岐

にわたり,特に頚部においては周囲組織-ぴま

ん性に浸潤する傾向を有し,周囲の重要組織を

まき込んで,それらの解剖学的位置関係が不明

瞭となる場合も多い.手術は可及的に腫癌を仝

摘出する事が好ましいが,このような腫癌の特

徴から完全摘出が困難な場合も少なくない.

無理な腰痛全桶による反回神経や横隔膜神経

の損傷は,直接患児の生命にも関わるので,

手術はできるだけ愛護的に行うべきであり,

電気刺激などを用いて神経走行を確認し,副損

傷を起きぬ様配慮する事が肝要であるとされて

いる.不完全摘出をすると再発を見る事がある

が,世良5)らの報告では不完全摘出に終った症

例が必ずしもすべて再発するとは限らず,彼等

は12例中1例に認めただけで,再手術も容易で

あったと述べている.

このように本症では基本的にはできるだけ腹

痛を摘出すべきであるが,悪性腫場ではないの

で,あくまでも副損傷,特に神経損傷が起きぬ

様手術を行う事が重要である.

近年,由良10)らは残存腫癌や再発例などに対

してBLMの局所注入療法を施行し,その有用

性を示した.その後本症に対して本療法を今ま

での外科的療法にかわるprimary therapyと

して行いその有用性を示す論文も多い.著者ら

も3例について本療法を行い,いずれにおいても

腹痛は縮少し,ほぼ満足する結果を得ている.

猪股11)らは39例の本症に対してBLMェマル

ジョン注入を行い, 34例(85%)にリンパ管桂

の縮少を認め,このうち15例は腫増を肉眼的に

認めず治癒したとしている,又,荻野12)らはリ

ンパ管腰の縮少効果は93%に認められ71%は完

全に消失したと言う.



リンパ管陣

これらより,従来手術の補助手段にすぎなか

ったBLM療法が本疾患のprimary therapyと

して台頭して来た.

BLMの作用機序として,本来のDNA合成

阻害作用によるリンパ内皮細胞の破壊よりは,

むしろ本剤に起因する非特異的炎症による組織

の修篠根転により線維化が促進され,リンパ管

月重が縮少すると言う11)12)13)

しかしBLMは本来制癌剤であり,その重篤

な副作用やショックを起きぬ様十分な配慮が必

要である.そのため個々の施設でその剤型,投

与方法,投与間隔,投与量などが検討されより

安全な療法の確立が急がれている.

以上より著者らは本症の治療として外科的切

除を第一とし,手術にて合併症を起す可能性の

ある症例や,術後に醜形を残す可能性のある症

例に対してはBLM療法を行う事とし,疫例を

重ね検討したい.

i^HI^KZ

1)過去10年間に経験したリンパ管腫12例につ

いて検討を行った.

2)本症の発生部位は頚部に多く(75%),そ

の発症年令は2才以内　75%　で, 1側性のも

のが多かった.

3)本症の治療として外科的切除を9例に行

い,完全摘出6例,不完全摘出3例であった.

再発は1例で,再手術を行った.

4) BLM療法を3例に行い,ほぼ満足する

結果を得た.
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During the past 9 years (April, 1974 to May, 1983), twelve patients with cystic lymphangiomas

were treated in our department.

There were 4 males and 8 females. The age at the time of treatment ranged from one week to

33 years. Nine of the 12 patients were under the age of 15 years. In 50 per cent of the patients the

tumors were noticed at birth. The site of involvement was the neck in 8 patients, the shoulder in 2,

the axilla and the forearm in one case each. One of the neck lymphangiomas involved the floor of the

mouth and the tong鴫presenting respiratory distress. Multiple site involvement (the neck, axilla and

shoulder) was seen in one patient.

Nine of the 12 patients underwent surgical excision ; complete excision was achieved in 6

patients. The remaining 3 patients had incomplete excision. One of the latter 3 patients had recurrent

tumor which was re-excised with subsequent good result. Three of the 12 patients were treated with

local injection of Bleomycin (BLM) as a primary therapy, pursuing favorable result・

Based upon our experience, the choice of treatment is surgical excision. However, in certain

situations (technical difficulties, the risk of cosmetic disfigurement) local injection of BLM should be

indicated.


