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舌額粒細胞膿の1例と本邦報告97例の臨床病理学的解析
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Abstract:Wereportacaseofgranularcelltumorintherightsideofthetongue.A37-year-Oldmanwas

referredtoourcliniccomplainingofoppressivepainwithamassin也erightsideofthetongue.Hefoundthe

massthreemonthsago.Atfirstvisittherewasamasslesion10x10mmindiameterwitharough surface.On

ultrasonogram,thelesionwithunclearbordersinvadedtheintrinsicmuscles.Itwasexcisedwitha10mmsafety

marginfromtheclinicalborderasisdonewithmalignanttumors.Histopathologically,itconsistedoftheuniform

cellswhichhadmanyeosinophilicgranulesintheircytoplasm.Inimmunohistochemistry,thegranulesofthe

cytoplasmshowedimmunoreactionforS-100protein,neuron-specific-enolaseandcathepsinD andthemarglnOf

thecytoplasmshowedimmunoreactionbrvimentin.Postoperatively,therehasbeennoevidenceofrecurrence.

Thegranularcelltumorisclassifiedasasofttissuebenigntumor,however,itisverydifficulttodiagnose

correctlyfromclinicalappearancealone.Wealsocomparedourcasewith97Othergranularcelltumorsthathave

beenreportedinJapan,clinico-pathologically.

抄銀 :今回われわれは,右側青緑部に生じた楓粒細胞膿の1例を経験した｡患者は37歳男性で,3ケ月前に右側青

緑の腺痛に気づき,接触痛が出現した｡初診時,右側青緑に表面粗造な10×10mmの腫痛を認め,超音波検査で膿

噂は境界が不明瞭で深部は筋層に達していた｡舌施療の臨床診断のもと安全域を10mm設けた切除を行った｡病理

組織学的には,好酸性賑粒をもつ細胞の充実性増殖が認められ,被膜構造は明かではなかった｡免疫組織化学胎に,

腺癌細胞の細胞質内掛故がS-100蛋白質,神経特異エノラーゼ,カテプシンD陽性を示し,細胞質辺縁部がビメン

チン陽性であったことから,膳粒細胞臆と診断されたO術後,再発はなく経過は良好である｡額粒細胞艦は身体各部

の軟組織に発生する比較的まれな良性臆疹であるが,その鑑別診断には注意を要する｡今臥 われわれは,本邦での

撤粒細胞艦の報告97例を検索したので,臨床病理学的に考察をつけ加えた｡
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瀬粒細胞腰は,Abrikossoff1)によって初めて報告さ

れた身体各部の軟組織に発生する比較的まれな腫癌であ

る｡ 顎顔面領域は本腫癌の好発部位の1つであり,その

鑑別診断に際しては注意を要すると考えられている｡ 今

回私達は,右側舌縁部に生じた頼粒細胞膿を経験したの

で,文献的考察を加えてその概要を報告する｡

症 例

患者 :37歳,男性｡

初診 :2003年4月24日｡

主訴 :右側青緑の接触痛｡

既往歴 ･家族歴 :特記事項なし｡

現病歴:2003年1月,右側舌縁部の腫癌と接触痛を自覚｡

様子をみていたが変化が無いため同年4月開業歯科を受

診｡某病院口腔外科を紹介され受診したところ,舌腺癌

の診断にて安全域をもうけた切除を勧められたため,セ

カンドオピニオンを求めて当科を受診した｡

規症 :

全身所見 ;身長163cm,体重75kg｡栄養状態は良好｡

口腔外所見 ;顔貌は左右対称｡顎下リンパ節は左右とも

小豆大のものをそれぞれ1つ触知した｡いずれも可動性

があり弾性軟で圧痛はなかった｡

口腔内所見 ;右側舌縁に表面粗造で比較的境界明瞭な

10×10mmの腫癌を認めた｡腫癌は弾性硬で可動性に

乏しく軽度の接触痛を有していた (写真 1)｡

写真1:初診時

画像所見 ;超音波診断にて腫痛は約 10mmの大きさで

低エコー領域として認められた｡境界は不明瞭であり,

深さは5mm程で筋層に達していた (写真2)0

臨床検査所見 ;血液検査,生化学検査,尿検査等で異常

値は認められなかった｡

臨床診断 :舌腫癌｡

写真2:超音波像

処置および経過 :腫癌の大きさから全摘生検の方針と

なったが,境界が不明瞭であり悪性の可能性も否定でき

なかったため,2003年5月9日局所麻酔下にて10mm

の安全域をもうけ,15mmの深さで切除を行った (写

真 3)｡ 術後2年経過した現在も経過観察中であるが,

再発は認めず舌の動きも良好である｡

写真3:手術時

A.切開線 B.切除後 C.縫合 D.摘出物

病理組織学的所見 :被膜構造は明らかではないものの,

粘膜固有層から筋層にかけて比較的境界明瞭な好酸性細

胞の充実性増殖からなる腫蕩性病変が認められた｡病変

部の被覆上皮はいわゆる偽癌性過形成を示していた (写

真4A)｡腫癌細胞は均一な大きさの多角形で異型性は

なく,細胞質は好酸性額粒で充満しており,筋線維 ･神

経線維間に結節状に増殖していた｡細胞分裂像はみられ

なかった (写真4B)｡免疫組織化学的には,腫癌細胞

の細胞質がS-100蛋白質,神経特異エノラーゼ (以下,

NSE),グリア線維酸性蛋白質(以下,GFAP)陽性を示し,

細胞質内原粒がカテプシンD,リゾチーム,CD68陽性,

細胞質辺縁部がビメンチン陽性であった｡(写真5)｡切

除組織断端に腫癌の露出はみられなかった｡

病理組織学的診断 :頼粒細胞膿｡
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_JP.a
写真4:組織像 (H-E染色)

A.過形成を示す上皮,好酸性で充実性の腫痕巣 (ルーペ像)0

B.好酸性な頼粒状の細胞質を有する細胞が腫癌性に増殖 (×

20)0
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写真5:免疫染色像 (×20)

A.腫癌細胞内頼粒はS-100蛋白質免疫陽性｡

B.腫蕩細胞内頼粒はNSE免疫陽性｡
C.腫癌細胞の細胞質辺縁がビメンチン免疫陽性｡

D.腫癌細胞内類粒はカテプシンD免疫陽性｡

考 察

願粒細胞膿は比較的まれな軟組織腺癌であるが,今回

私達が1952年以後の本邦における口腔領域での発症例

を検索してみたところ,多発例を含め97例の報告があっ

た｡なお,本疾患と同様に好酸性の頼粒細胞を認めるも

のに先天性エプーリスがあり同様の疾患であるとする報

告 1･2)もあるが,WHO分類 3)では区別されているため

今回は除外した｡

発症年齢に関して上記97例を集計したところ,0歳

から74歳と幅広い年齢層にみられたが,30-39歳代

が29%,20-29歳代が20%,10-19歳代が 15%,
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40-49歳代が10%で青壮年層にピークがあり,自験例

も35歳で好発年齢域であった｡田中ら4)の本邦症例の

解析によると10-30歳代に高頻度にみられるとされ,

海外でも同様に,Millerら5)によれば口腔領域に発生し

た25例中18例が20-40歳代に発生したと報告してい

る｡

性別に関しては,今回の集計では97例中,女性が63

例,男性が34例,1.9:1で女性に多い傾向がみられた｡

田中4)やPeterson6)も同様の傾向を報告している｡

発生部位としては,全身各部の軟組織に発生するも

のの,皮膚や口腔,とくに舌が好発部位とされており,

peterson6)は,本腺癌325例のうち皮膚に発生したもの

が32.6%で最も多く,次いで23.0%は舌に発生したと報

告している｡ 田部ら7)の本邦報告例の解析では,105例

中35%は皮膚に発生し最も多く,次いで口腔内が21%

とほぼ同様の傾向がえられている｡ 今回の口腔97例の

集計では,舌が71例73%,頬粘膜が8例,歯肉が5例,

口底,下唇がそれぞれ4例,硬口蓋,軟口蓋,耳下腺,

口蓋弓,下顎が各1例であり,舌が圧倒的多数をしめた｡

口腔領域に関しては,Strongら8)は43例中39例が舌

に発生し,口唇は2例,口蓋,口底はそれぞれ1例,田

中ら4)は本邦38例のうち,舌が27例,下顎歯肉が3例,

頬粘膜が2例,上顎歯肉,硬口蓋,軟口蓋,口蓋弓,下

唇,口底がそれぞれ1例としており,頬粘膜と歯肉との

間で多少の変動があるものの,舌の好発は一般的な傾向

とみなしてよかろう｡

大きさに関しては,今回の集計では3mmから45

mm と広範な結果であったが,10mm前後の報告が多

く平均では11mmとなり,これまでの報告 4･9)とほぼ同

様であった｡

一方,瀕粒細胞膿と臨床的に鑑別すべき疾患としては,

線維腫,神経鞘腫,神経線維腫,脂肪腫,乳頭腫,組織

球腫などがあげられるが 4),本疾患は臨床症状としての

特徴に乏しいため臨床的に診断することは困難であり,

確定診断として病理組織学的検索が必要である｡ また,

被膜上皮に潰疲形成や上皮腫様増殖が見られる場合は,

病理組織学的に扇平上皮癌との鑑別が重要となる｡ 本症

例では腫癌が比較的小さかったため全摘切除生検を行っ

たが,VanderWaalら10)は,比較的大きな症例で生検

を行なう場合,表面部分だけの生検材料で,不規則な形

状の上皮釘脚や異角化などから高分化型扇平上皮癌と誤

診した例が10例中5例あったと報告しており,鑑別診

断のために十分な深さで病変本体に達する生検採取手技

の重要性をあげている｡

願粒細胞腫の治療に関しては,一般的に本症例のよう

に外科的切除が施行されている｡ しかしながら,本腫癌

には被膜形成がみられず,周囲組織に浸潤性に増殖する

ことがあるので,再発を防ぐためには周囲組織を含めた
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切除が必要とされる｡また,悪性例 11)や多発例 12)の報

告もあることから切除後も慎重な経過観察が必要であ

る｡ 今回の症例では,臨床的にも術前の画像所見からも

境界が不明瞭であったため,安全域を10mmに設定し

た｡辛い径 10mm程度の大きさであったので,安全域

を含めた大きさの切除でも術後に重大な機能障害を生じ

ないため全摘生検としたが,大きさによっては適切な生

検により確定診断を得た上で,術後の舌機能を考慮した

切除が望まれる｡

額粒細胞膿の発生起源に関しては,横紋筋細胞説 1),

平滑筋細胞説 13),線維芽細胞説 141,組織球系細胞説 15),

schwann細胞説16)などさまざまな見解があげられてき

たが,近年の組織化学的および電子顕微鏡的研究 17･18)

からは,神経鞘組織由来が判明してきている｡免疫組織

化学的には本症例においてもS-100蛋白質の局在が認め

られたが,顕粒細胞膿でのS-100蛋白質の局在は数多く

報告されている19･20)｡また,頼粒細胞腺におけるNSE

の局在の報告 20･21)も散見されるが,本症例でもその局

在がGFAPとともに正常神経組織と同時に認められた｡

NSEは正常な神経鞘細胞や神経鞘腫において局在が認

められたとの報告 15,22)もあることから,本疾患でのS

-100蛋白質とNSE,GFAPの同時発現は,Schwann細

胞説を十分に支持する結果であると考えられる｡ また,

塀粒細胞膿においてビメンチンが細胞質辺縁部に認めら

れ,この局在が本疾患に特徴的な所見であると23･24)戟

告されているように,本症例でもビメンチンの局在が細

胞質辺縁部に認められた｡神経鞘腫と神経線維腫の全例

でもビメンチン陽性の所見が報告されている17)｡電顕

的には,腫壕細胞胞巣周囲の基底膜や神経周膜棟構造の

存在とともに,本疾患の名称の由来となっている細胞質

内好酸性瀕粒状構造物がライソゾームに相当することが

明らかにされている25･26)｡なお,本症例においても腫癌

細胞の細胞質内にライソゾームのマーカーであるカテプ

シンD,リゾチーム,CD68とともに基底膜のⅠⅤ型コ

ラゲンの免疫陽性反応が確認できている｡
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