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ABSTRACT

We repont on two cases of heterotopic salivary gland tissue in the anteromedial lower neck withノ

a literature review. The first patient was a 7-year-old female and the second, a 8-month-old male.

Both patients presented with occasional mucous discharge from the sinus in the left anteromedial

lower neck since birth without any evidence of infection. They were diagnosed to have lateral

cervical fistula, and the lesions were completely removed without any complication. Histologic

examination of the lesions revealed that both cases were heterotopic salivary gland tissue. The

histologic features were very similar to each other. Although heterotopic salivary gland tissue is

thought to be rare, this rarity might be attributed to lack of histologic examination of affected tissue.

We sugest that when a draining sinus detected in the neck, this disease should be. Ryu毎u Med. /.,
16(2) 79-81, 1996
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はじめに

過去10年間(1985.3-1995.12)に当科で経験した小児頚
部疾患の内、発生学的異常に基づくと考えられるものは計
21例であった。その内比較的まれとされている2例の異所
性唾液腺を経験したので若干の文献的考察を加えて報告する。

症　　例

症例1 : 7歳女児

主　訴:左側頚部の療孔(Fig.1)
家族歴、既往歴:特記事項なし。
現病歴:昭和61年5月頃、左前頚部に唾液様の分泌物が
付着していることに母親が気付き近医受診。特に処置をする

こともなく経過観察の指示を受けたが、その後も唾液様分泌
物の排出が持続するため、同年10月22日当科紹介となった。

入院時現症:身長129.2cm、体重30.3kg、全身状態良好。
痩孔は左鎖骨上線から東側に約1cm、左胸鎖乳突筋前線に径
約1mmの療孔が存在した。痔痛、圧痛等の自覚症状はない
が皮膚の発赤を認めた。食事との関係は不明だが、皮膚開口
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Fig.l Diagrammatic il】ustration showing a location of draining sinus.

Both sinuses are located in the anteromedial margin of the left

sternocleid mastoid muscle. The draining sinus is lmm in size in

easel and 5mm in casez.

部に唾液様透明液が付着することがあった。
入院時検査所見:異常を認めず。

痩孔の存在部位と症状より左側頚壇と診断し、同年10月
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Fig.2 Microphotographs of the raucous gland located in the sub-

cutaneous fatty tissue.(Left; Casel, PAS, ×5) (Right; Case2, HE,

×25).

24日療孔摘出術を施行した。療孔は皮下1.4cmの部位に達
し、先端は盲端になっていた。
組織所見:摘出標本には、 PAS染色陽性の粘液を含み小

唾液腺に類似した腺組織が認められた(Fig.2左)0
症例2:8ケ月男児

主　訴:左側頚部の墳孔(Fig.1)
家族歴、既往歴:特記事項なし。

現病歴:生下時より左側頚部の療孔を指摘されていた。生
後、 10日目に当科受診、左側頚壇の診断を受け、 718ケ月後
の待期手術予定で経過観察となっていた。昭和63年7月手
術目的で当科入院となった。

入院時現象:身長65.4cm、体重6.9kg。全身状態良好。
左胸鎖乳突筋前縁下方1/3に径約5mmの発赤を伴う噴孔が
存在、泣くと透明な唾液様の分泌液を認めていた。
入院時検査所見:異常を認めず。

左側頚境の診断で同年8月4日壌孔摘出術を行った。
手術所見:痩孔部にインジゴカルミンを注入し、周囲組織
とともに剥離をすすめ療孔を含め一塊に摘出した。療孔は皮
下7mm、胸鎖乳突筋の手前で索状物となり途絶していた。
組織所見:摘出標本には、排出管に接して混合性の終末を

示す腺管からなる腺組織の小葉が認められた。構造的には小
唾液腺に類似していた(Fig.2右)。術後の合併症もなく元気
に退院した。

考　　察

唾液腺は大唾液腺(耳下腺、顎下腺、舌下腺)および小唾
液腺(口唇腺、頬腺、臼歯腺、口蓋腺、舌腺)に分類される
が、上記以外の部位に唾液腺が認められた場合これを異所性
唾液腺と呼んでいる。
異所性唾液腺(以下本疾患)は報告例が少なく比較的まれ
な疾患とされているが、これは他の診断名で切除され切除標
本の組織学的検討が行われず本疾患と診断されていない症例

があるためと考えられ、実際の症例数は報告より多いことが
予想される1)0

ほとんどの症例は小児期に発見され切除されることが多い
が、二次感染を引き起こすことがないため放置され成人にな
り切除される例も存在する114)0

このような長期放置例や、残存した異所性唾液腺組織か

ら後年、 Pleomorphic adenoma, Acinic cell carcinomaや
Adenocarcinoma等の腫虜が発生したとされる報告例もあり、

先天性棲孔は小児期に切除することが望まれる5-8)。
臨床症状のみで本疾患と診断することは容易ではなく、存

在部位(ほとんどが前頚部低位、胸鎖乳突筋下緑に存在1-4.)、

分泌液のアミラーゼ活性測定などが補助診断として有用で

ある。病理組織学的検査においてHematoxylin-Eosin stain
(HE染色)、 Periodic acid-Schiff stain (PAS染色)など明

らかな粘液腺、渠液腺組織が証明されれば問題はないが、通

常の染色で上記組織の確定診断ができない場合は抗アミラー

ゼ抗体、抗リゾチーム抗体を用いた免疫組織学的染色が必要

となる場合もあるl)0

本疾患の発生機序としては胎生2ケ月の時期に第2賠弓

が尾側に急速に増大し、第2、 3、 4負思裂を覆いPrecervical

sinusを形成、胎生2ケ月の終わりに閉鎖すべきこの賠裂が

遺残しその被覆上皮が異型形成を行うために生じるとする説

が一般的である1・=-12)。このため自験例を含め、既報告例の

ほとんどの症例で療孔存在部位は前額部に集中していた.

手術に際しては、療孔部に色素を注入しながら慎重に切

除をすすめれば特に問題となることはない。文献上検索し得

た範囲では再発の報告はないが、前述のごとく悪性腫傷の発

生母地となる可能性もあり、切除後も十分なfollow upが必
要であろう。自験例2例も生後比較的早期に左前頚部の療

孔を指摘されていたが確定診断が成されず経過観察のみで積

極的な治療が行われていなかった。放置されれば前述のごと

く悪性疾患の発生母地となる可能性もあることから今後小児

における前頚部の墳孔性疾患の場合、本疾患を念頭に置き診

療にあたる事が必要と考えられ報告した。
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