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　Abstract：We　report　on　a　cystic　lymphangioma　in　the　left　cervical　area　in　the　submandibular

reslon．

　A17－year－old　female　developed　swelling　in　the　left　submandibular　area　at　the　age　of　about　10

years，　and　repeatedly　underwent　puncture　aspiration　of　the　content　fluid　at　a　local　hospitaL

However，　the　swelling　gradually　increased，　extending　to　the　left　cervical　region．　The　lesion　showed

wide　extension、　MRI　and　CT　preoperative　imaging　diagnosis　of　was　useful　for　confirming　the

extension　area　of　the　cyst．　Though　the　lesion　was　surgically　extirpationed　as　much　as　possible，

complete　extirpation　was　difficult．

　Her　course　has　been　good　a　postoperative　period　of　four　years，　without　any　recurrence．
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緒 言

　嚢胞性リンパ管腫は病巣が比較的小範囲の時

は摘出も容易であるが，広範囲に及ぶ場合には

その処置に苦慮する。今回，われわれは長期の

経過を辿った左側顎下部から傍咽頭隙に生じた

広範な嚢胞性リンパ管腫の1例を経験したの

で，本症例の診断と治療および経過の概要につ

いて報告する。
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患者　17歳，女性
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Fig．1．　Swelling　in　the　lert　submandibular　area．

Fig．3．　CT　irnage．

　　　A　low　density　nlass　appears　to　surround

　　　the　subn〕andibしdar　glalld．

　既往歴，家族歴；特記事項なし

　現病歴；10歳頃に左側顎F部の腫脹に気付き

近医を受診し，左側顎ド部嚢胞の診断のもと内

溶液の穿刺，吸引を受けた。その後も1～2か

月に1回，同様の処置を受けたが，腫脹は徐々

に増大し左側頸部にも波及してきた。1990年7

月5日同医にて再度穿刺するも，内溶液が吸引

されないため当科を紹介された。
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Fig．2－a，　b，　Contrast　enhanced　X－ray　ilnages．

　　　　　Extensive　multilocular　radiopacity　is

　　　　　observed．

　現症；顔貌は左右非対称で，左側顎ド部にび

慢性の腫脹を認めたが　（Fig．1），皮膚はIE常

色で，圧痛は認められなかった。「1腔内外から

の双壬診にて，くるみ大の境界不明瞭な弾性軟

の波動が触知された。口腔内所見では左側下顎

第一’大臼歯相当部のLl腔底を中心に腫脹がみら

れた。

　画像所見；76％ウログラフィンによる造影で

は，嚢胞は多房性でド顎骨下縁から前方はオト
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Fig，4．　SIR　image

　　　T　and　T．weighted　ilnages　are　o｝）served

　　　allteriorlv　　to　　th〔・　stcrllocleidon｜astoid

　　　muscle，　interlla｜　carotid　　artery，　and

　　　interllal　jl19U｜こ1r　Vein．
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Fig．5，　Resected　Inass

　　　Asingle4ayer・f　cal）sule　was　pres（’nt　on

　　　the　surface，　alld　a　yello、v　li（：▲llid　colltenl

　　　was　observed　thrOugh　it．

ガイ部に，後方は1咽頭後壁にまで達していた、

ド方は側頸部を甲状十欠骨レベルまで進展し，L

方はド顎枝内而に沿ってド顎頭にまで及んでい

た　（Fig．2－a，　b）、、

　CTでは，嚢胞は非薄な被膜を有し，左側傍

Fig．6，　Histopathologic　illlage｛H－E　stein、　x　50）

　　　SIllall　vesscls　v〔1rying　in　size　were　lloted、

　　　irregularly　　el1五｜rged　　cystic　　slructures

　　　were　　　occasillally　　　observcd．　　　and

　　　lyrnPhocytes　on　the　thill　walls　of　the

　　　Cysts．

咽頭隙から甲状軟骨にかけて，頸動脈前方およ

び胸鎖乳突筋前方に顎ドll泉を取り囲むように存

在し，低調度の病変として描出された（Fig．

3）。

　MRIでは，左側胸鎖乳突筋，内頸動脈および

外頸静脈前方に約28×11mmのほぼ均・な強調像

が認y）られた（Fig．4）。

　臨床検査所見；異常所見なし。

　臨床診断；嚢胞性リンパ管腫の疑い

　処置；1991年11月1日，全身麻酔ドに摘出術

を施行した。CT所見で認められた様に嚢胞壁

はきわめて薄く，顎ド腺を圧迫するように顎ド

：角と頸部三角とを満たし，　ド顎枝内面をL方

に進展し，上端は傍咽頭隙と一部頭蓋底部にま

で進展していた。傍咽頭隙部の剥1雛時には嚢胞

壁が破綻し内溶液が流出したため，　・部L方の

嚢胞摘出が不・∫能であったが他は摘出できた。

残存嚢胞壁は電気焼iK」し，再発防止を計った、

　摘出物所見；表面は・層の被膜が存在し波動

を触知することができた。また黄色の内溶液が

透過してみえた（Fig．5）。

　病理組織学的所見；比較的豊富な脂肪糸ll織を

まじえた線維性の組織片には，大小不整な小管

腔の形成が目立ち，ところにより不規則な嚢状

に拡張していた。その壁は薄くこれに接してリ

ンパ球の集籏が認y）られた（Fig．6）．、病理組

織学的診断は嚢胞†生リンパ管腫であった、
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察

　本疾患は真性腫瘍，組織奇形あるいはその中

間型などの見解があるものの，結論は出ていな

い。成因については胎生2ヵ月までに形成され

る原始リンパ嚢の残遺物として先天性に生じる

とされている。また，その発生部位は原始リン

パ嚢に一致するD。

　リンパ管腫はLandingら2）により，単純性リ

ンパ管腫，海綿状リンパ管腫，嚢胞性リンパ管

腫の3種類に分類されているが，しばしば混合

型で存在することもある。一方，日本小児腫瘍

組織分類委員会3）ではさらに全身性リンパ管腫

を追加し，現在は4っに分類するのが一般的で

ある。発生頻度には性差がなく新生児や乳幼児

に認められることが多く，そのほとんどが2歳

未満までに出現している4）。本例は10歳頃より

左側顎下部の腫脹に気づくも，痙痛がないため

同部の穿刺，吸引を繰り返し，17歳になってか

ら当科を受診するという長期経過を辿った。

　嚢胞性リンパ管腫の診断はその発生部位，臨

床症状，内容液性状から比較的容易とされてい

るが，嚢胞内に感染や出血が生じたりすると嚢

胞壁が肥厚し，緊慢性となり血管腫との鑑別が

困難な場合があると報告されている5）。

　術前の検査ではsilverman6）はリンパ管腫の

局在や拡がりを把握するのにCTが有用である

と報告しているが，本症例では76％ウログラ

フィンによる造影所見が嚢胞の拡がりを診断す

るのに有用であった。さらに本症例では嚢胞の

局在や進展範囲を知る上でよりMRI画像が有

用であった。

　治療法として摘出手術が第一選択として，行

われている。本疾患は正常組織と嚢胞との境界

が不明瞭なたあ，嚢胞の発生部位や進展範囲に

よっては手術侵襲が大きくなり，完全摘出が困

難になる7）。今回の症例ではその経過と症状お

よび画像所見から外科的摘出が最も適当と判断
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し可及的に摘出を試みた。残存部に対しては電

気焼灼にて嚢胞壁の組織固定をはかり，術後4

年間では良好であったが，その後は患者の都合

で来院していない。

　最近，本疾患の治療にA群3型溶連菌Su株

の凍結乾燥製剤であるOK－432をリンパ管腫内

に局所投与し，炎症を惹起させリンパ管腫の内

皮細胞を破壊することにより縮小，治癒に導く

ことの有効性が報告されている8’9’1°）。本例のよ

うに罹患部位が広範におよぶ場合や小児例など

全摘が困難で再発をきたしやすい嚢胞性リンパ

管腫の治療法として，外科的摘出とOK－432と

の併用が期待されている。
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