
はじめに

悪性胸膜中皮腫に骨・軟骨形成を伴うことは極めて稀

で，報告例は欧米を含め 16例にすぎない．今回我々は，

前縦隔と右胸腔をほぼ占拠し，著しい骨形成を伴った巨

大な限局性悪性胸膜中皮腫に対して，胸骨横断切開法に

より腫瘍を摘出したので報告する．

症 例

症 例：72歳，男性．

主 訴：咳嗽，労作時呼吸困難．

既往歴：特記すべき事項なし．

職業歴：アスベストの曝露歴なし．

現病歴：平成 12年 3月初旬より労作時呼吸困難を自

覚していたが，咳嗽の出現と共に呼吸困難が増強してき

たため近医を受診した．胸部単純 X線写真では，右中下

肺野をほぼ占拠する巨大な腫瘤影を認めた．前医にて経

皮生検が行われ，肺過誤腫と診断されて当院に紹介と

なった．

入院時現症：身長 150.6 cm，体重 57.4 kg，血圧 100�76

mmHg，脈拍数 110�分，整．心雑音は聴取しなかった．
呼吸数 20�分でやや浅表性の呼吸であったが，チアノー
ゼはなく，右呼吸音は著しく減弱していた．

入院時検査所見：血液生化学検査で GOT，LDH，ALP，

BUN値に軽度の上昇を認めた．腫瘍マーカーは NSEの

み 19.4 ng�mlと上昇しており，CEA，α-フェトプロテイ

ン，HCG値は正常であった．呼吸機能検査では，肺活量

が 1.37 L（46.4％）と低下し，動脈血ガス分析は，PaO2

61.7 Torr.，PaCO2 35.8 Torr.，pH 7.481であった．

胸部 X線像：多量の胸水を伴い，右肺野をほぼ占拠

し，縦隔を左方へ著しく圧排する円形の巨大腫瘍を認め

た（Fig. 1）．

胸部 CT像：腫瘍は周辺部に層状石灰化巣を伴う多房

性のもので，前縦隔に位置して右肺を背側へ，縦隔や上

行大動脈を左方へ圧排し，右主肺動脈と右主気管支は，

腫瘍と椎体との間に挟まれて分岐直後に閉塞していた

（Fig. 2）．また，右房が圧排され，右上肺静脈は右主肺動

脈同様，腫瘍と椎体との間に挟まれて閉塞していた．

胸骨横断切開により切除し得た広範な反応性化骨を伴った
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広範な反応性骨形成を伴った，限局性悪性胸膜中皮腫を経験した．症例は 72歳男性，咳嗽を主訴に受診し，

胸部単純 X線写真で胸水を伴う右肺野の巨大腫瘤影を指摘された．胸水中に悪性細胞は証明されず，血中腫

瘍マーカーは NSEのみ 19.4 ng�mlと上昇を認めた．胸部 CTでは，前縦隔から右胸腔に大きく突出する 20

×16×12 cm大の，不均一で多数の石灰化巣を伴った多房性の孤立性巨大腫瘍を認め，縦隔を左方に強く圧

排し，右主肺動脈と主気管支を圧迫閉塞していた．成熟型奇形種が疑われたが，血中 α-フェトプロテイン及

び HCG値の上昇はなく，経皮的生検から確定診断は得られなかった．腫瘍は短期間で急速に増大し，呼吸循

環不全が進行したため，腫瘍と共に右肺全摘除を行った．通常の後側方切開或いは胸骨正中切開では肺門部

肺動静脈の処理が困難と思われたため，胸骨横断切開により左胸腔側から肺動脈を処理した．右胸腔内の血

性胸水は 2300 ml，摘出標本重量 2370 gであった．術後病理組織診断は，反応性化骨を伴った限局性悪性肉

腫様中皮腫であった．術後呼吸循環動態は安定し，術後合併症なく第 34病日に軽快退院した．
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静脈造影：上大静脈が左方へ圧排伸展されて狭窄し，

右房も圧排されていた．分岐後の右主肺動脈は腫瘍によ

り完全に途絶し，遠位側は造影されなかった（Fig. 3）．

気管支鏡検査：下部気管より粘膜の発赤を認め，右主

気管支は壁外性の圧迫により狭窄しており，高度の発赤

と浮腫を伴っていたが，気管支内腔への腫瘍浸潤はな

かった．

以上の諸検査により，成熟型奇形腫が強く疑われた．

入院時は著しい呼吸困難がなかったが，短期間に呼吸不

全，心不全が出現したため，第 18病日に手術を施行し

た．

手術所見：腫瘍は正中線を越えて左方へと腫大し，縦

隔を圧排しつつ肺門部を覆う様に発育していたため，後

側方開胸や胸骨縦切開による経路では，右肺門部への到

達が困難と判断した．そこで右中腋下線から，左乳嘴下

にわたる乳房下切開を置き，胸骨横断と両側第 4肋間開

胸による胸骨横断切開を加えた．腫瘍の表面は厚い皮膜

に覆われ，胸骨及び肋骨との癒着はなく，骨組織から完

全に遊離していた．表面に近い部分は石灰化が強く硬い

腫瘍で，前縦隔から右胸腔のほとんどを占拠しており，

受動は全く不能であった（Fig. 4）．腫瘍は，肺原発のもの

とは判断し難く，胸膜或いは縦隔軟部組織より発生し，

Fig. 1. Chest X-ray on admission shows a huge tumor in the

right middle and lower lung field, and displacement of

the mediastinum to the left.

Fig. 2. CT-scan shows a huge tumor with marked calcifica-

tion compressing and occluding the right main bron-

chus and main pulmonary artery.（▲）: right main

PA,（→）: right main bronchus.

Fig. 3. Venography shows a tumor compressing the upper

mediastinum to the left side. The superior vena cava

is stenotic and the right main pulmonary artery is ob-

structed completely.（▲）: right main PA.

Fig. 4. Operative field after partial resection of the tumor

showing a huge tumor occupying the right thoracic

cavity and extending over the right pulmonary hilum.
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急速に増大したものと思われた．右肺は腫瘍の圧排によ

り膨張不良であったが無気肺像はなかった．右胸腔から

2300 mlの血性胸水を吸引排除した．また，右上中葉表面

への広範な浸潤があり，右主肺動脈にも浸潤が及んでい

たため，右肺を摘除せざるを得なかった．まず肺動静脈

を処理するため，腫瘍に切り込む形で縦隔側を切除して

右肺門部を展開し，右肺動脈，右上肺静脈及び右主気管

支を順に処理した．右下肺静脈近傍では心膜への腫瘍浸

潤が疑われたため，心膜内でこれを処理し，心膜の一部

と共に右肺全摘除・腫瘍摘出を行った．心膜欠損部は

Marlex meshで再建した．胸骨の固定に際し，呼吸性の胸

郭動揺を防ぐため，一辺 5 cm角の Hard marlex mesh 2

枚で胸骨をサンドイッチ状に挟み，鋼線 2本を貫いて固

定した．両側胸腔に 24 Fr．のドレーンを各 1本ずつ留置

し手術を終了した．

切除標本：腫瘍径 20×16×12 cm，摘出重量は 2370 g．

硬い多房性楕円形の腫瘍で，上中葉に浅く広範囲に浸潤

していた．また，肺内転移や胸膜播種巣，転移の疑われ

るリンパ節腫大はなかった．

病理組織所見：腫瘍は胸膜と連続して肺外に増殖し，

中心部は壊死を来していた（Fig. 5）．腫瘍細胞の主体は中

型の紡錘形細胞で，多くが一定のパターンを示さず，所

により束状に増殖していた．血管周囲では大型の多形性，

好塩基性の胞体を示し，充実性に増殖して多少上皮性配

列も窺われた（Fig. 6）．免疫染色で，腫瘍細胞は全体的に

ビメンチン陽性，AE 1�3が限局性に陽性で（Fig. 7），mus-

cle specific actin（MSA），desmin，S100，EMAは全て陰性

であったことから，平滑筋肉腫や神経原性肉腫（悪性末

梢神経鞘腫）などは否定された．一方，骨形成は腫瘤の

辺縁部を中心に層状に認められ，かなりの部分に石灰沈

着，mineralizationを伴っていた（Fig. 5）．しかし，骨形

Fig. 5. Low magnification view of the tumor shows an ex-

trapulmonary cystic mass lesion with extensive pe-

ripheral ossifications（▲）.

Fig. 6. The mass lesion was composed of spindle-shaped and

pleomorphic atypical cells with mitosis（H.E.,×33）.

Fig. 7. Tumor cells were immunohistochemically positive for

AE 1�3（L-SAB,×66）.

Fig. 8. Microscopic findings show foci of abrupt ossification

among spindle shaped tumor cells（H.E.×33）.
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Table 1　Reported cases of malignant pleural mesothelioma with osseous and cartilaginous formation.

Outcome
（from onset）TherapyHistological 

type
Anatomic 
distributionLocationagesexReportAuthorCase

DeadNonebiphasicdiffuselt35F1979Goldstein 1

DeadNonebiphasicdiffusert38M 2

Dead（3 y）Chemo. & intrapleural（ADM）biphasicdiffusert73M1983Kohrogi 3

Dead（3 m）Nonesarcomatousdiffusert83F1987Yousem 4

Dead（2 m）Chemo.sarcomatouslocalizedrt60M 5

Dead（10 m）Chemo. ＋ Radiationbiphasicdiffuselt65F 6

Dead（5 m）Chemo.sarcomatouslocalizedrt68M 7

Dead（4 m）Nonesarcomatouslocalizedlt62F 8

Dead（9 m）Chemo.sarcomatousdiffusert65M 9

Dead（9 m）Chemo. ＋ Radiationbiphasicdiffusert60M10

Dead（6 m）Nonebiphasicdiffusert27F11

Dead（2 m）Intrapleuralsarcomatousdiffusert68M12

Dead（2 w）Nonesarcomatousdiffusert64M13

Dead（2 m）Intrapleural（ADM ＋ CDDP）biphasiclocalizedrt85M1992Yoshii14

NEDResection of parietal pleurabiphasicdiffuselt71F1994Tanaka15

NEDExtrapleural pneumonectomybiphasicdiffusert70M1995Tsukada16

Dead（12 m）Pneumonectomysarcomatouslocalizedrt72M2001Author’ s case17

Chemo indicates Chemotherapy; Intrapleural, Intrapleural chemotherapy; and NED, No evidence of disease.

成部と腫瘍細胞とは比較的明瞭に区別され，腫瘍細胞に

よる matrix formationは認められず，骨形成細胞に異型

性が少なく，骨芽細胞と判断されることから（Fig. 8），骨

形成は反応性変化と判断され，反応性化骨を伴った限局

性悪性肉腫様中皮腫と診断された．術後病理病期分類で

は UICC分類に適合する項目がなく，International Meso-

thelioma Interest Group（IMIG）分類1）をあえて適応する

と，pT3N0M0，Stage IIIであった．

術直後より呼吸循環動態は安定し，自発呼吸が可能で，

術後合併症なく第 34病日に軽快退院した．また，術後補

助療法は行わなかった．術後 6カ月目の胸部 CT像で，右

胸膜播種と左肺転移が確認され，術後 12カ月目に死亡

した．

考 察

胸膜中皮腫は比較的稀な疾患で，臨床上びまん性と限

局性に大別される．Okikeら2）によれば，限局性胸膜中皮

腫の発生頻度は，Mayo Clinic登録症例 10万人に対して

2.8人（0.028％）であり，1950年から 74年にかけて手術

が行われた 60例中，8例（13.3％）が悪性だったと報告

している．今回の様に骨・軟骨形成を伴う事は極めて稀

で，本邦では過去に 4例の報告3）～6）しかなく，欧米報告例

を併せても 16例の報告7）8）があるにすぎない（Table 1）．

骨・軟骨形成を伴った悪性胸膜中皮腫は，本症例を加え

た本邦報告例では男性に多く（4�5），全例 70歳以上の高

齢であったが（70～85歳），Yousemら7）は 27歳女性，

Goldstein8）は 35歳と 38歳の男女各 1例を報告してお

り，全体では 60歳台が最も多かった．また，発生部位は

右側が多く（13�17 : 76.5％），発育形式ではびまん性増殖

が多かった（12�17 : 70.6％）．病理組織学的には二相型と

肉腫型がほぼ同数であったが（9 : 8），本邦報告では自験

例が肉腫型であった他は何れも二相型であった．

Goldstein8）によれば，骨形成の機序は�中皮細胞の多
分化能，�骨化生，�骨形成物質或いは副甲状腺刺激物
質の分泌，�胸膜中皮腫以外の骨産生腫瘍の合併，�結
核などの感染症，�アスベストプラーグの石灰化などが
あるとしている．現在では中皮細胞の多分化能によるも

のとの意見が多く，Legha9）と Bolen10）も同様の報告をし

ている．

自験例では，腫瘍の一部が右前胸壁の肋骨に接してい

たものの，容易に遊離しこれら骨組織との関連はなかっ

た．骨形成を伴う縦隔腫瘍には，成熟型奇形腫や胸腺腫11）

の報告があり，骨原性の腫瘍では肋骨・胸骨原発の骨・

軟骨肉腫，Ewing肉腫あるいは骨産生腫瘍の肺・縦隔へ

の転移などとの鑑別を要した．しかし，好発年齢や全身

検索において，他臓器や四肢に骨・軟骨産生腫瘍を認め

なかったことから，他病巣からの転移とは考え難かった．

また極めて稀ながら，縦隔原発の骨肉腫（Extraosseous

Osteosarcoma）12）13）との鑑別も必要であったが，前述の組

織所見と免疫染色の結果により除外した．慢性膿胸に続

発する胸膜石灰化の可能性については，開胸時点で胸膜

肥厚や胸水混濁がなく，膿胸の徴候は見られなかったこ

と，更には，胸膜には石灰化を認めず，腫瘍内に限局す

ることからも否定し得ると思われる．アスベストプラー

グは開胸所見，職業歴から否定した．

本疾患の予後に関しては，症例数が極めて少なく，通
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常の悪性胸膜中皮腫と比較検討した報告はないものの，

Yousemら7）によれば，骨・軟骨形成を伴う悪性胸膜中皮

腫の予後は，診断より平均 5.7カ月であるとしており，極

めて不良であった．治療は全身化学療法や胸腔内注入化

学療法が行われることが多く，無治療は 6例であった．

また手術が行われたのは壁側胸膜の切除5）と胸膜肺全摘

除6）の 2例で，何れも本邦報告例であり，自験例を含めて

わずか 3例であった．

腫瘍の摘出に際して，右上中葉，右主肺動脈及び右主

気管支への広範な浸潤が疑われ，右肺全摘除が必要と思

われた．通常の後側方切開や胸骨縦切開では右肺門部へ

の到達が困難と思われたため，胸骨横断切開を用い

た14）．

胸骨横断切開では固定が不安定だと，奇異呼吸や換気

障害を呈するばかりでなく，遠隔期には偽関節を形成す

ることがある．津田ら15）は，外傷性胸骨横断骨折で偽関節

を形成した 19歳の症例に対して，10本の鋼線と金属プ

レート，更に腸骨の自家移植をして再固定をしたものの，

術後退院までに 4週間も要したとしている．そこで我々

は，横断胸骨を再固定する際に，組織親和性の高い Hard

marlex meshで胸骨再接合部をサンドイッチ状に挟み，

鋼線で固定した．最近は吸収性髄内釘もあるが，骨質が

薄く脆弱な高齢者では固定も困難と思われる．今回の

Hard marlex meshを用いた胸骨固定法は，簡便で有用な

方法であった．

結 語

1．広汎に反応性化骨を伴う，巨大限局性悪性胸膜中

皮腫（肉腫型）の 1例を経験した．

2．胸骨横断切開で両側開胸を行い，右肺全摘除と共

に腫瘍の摘出を行った．

なお本論文の要旨は第 41回日本肺癌学会総会（平成 12年 11

月東京）にて発表した．
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A Case of a Huge Malignant Pleural Mesothelioma With Extensive Ossification
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Background: This report describes a very rare case of localized malignant pleural mesothelioma with remarkable osse-

ous and cartilaginous differentiation.

Case: A 72-year-old man was admitted to hospital with dry cough and severe dyspnea. A chest X-ray and CT on admis-

sion showed a huge mass（20×16 cm in diameter）occupying the right thoracic cavity and anterior mediastinum. There

were many calcifications in the tumor, and pleural effusion in the right pleural cavity. Chest CT revealed that the huge tu-

mor compressed the heart and the right lung, and the right main bronchus and the main pulmonary artery had been oc-

cluded. Microscopic examination of the needle biopsy specimen did not yield a definitive diagnosis. No malignant cell was

recognized in pleural effusion, but serum NSE level was high（19.4 ng�ml）.

The tumor, together with the right lung, was resected. The mass was too huge to be removed by a median sternotomy

incision or usual postero-lateral incision, so we performed a transverse thoracosternotomy. The weight of the resected

mass with the right lung was 2370 g, and the volume of the evacuated bloody right pleural effusion was 2300 ml. The ster-

num was replaced with hard marlex mesh like a sandwich, and it was fixed with stainless wire. Hard marlex mesh was

used to fix the sternum after transverse sternotomy, to prevent respiratory failure. His postoperative course was unevent-

ful.

Conclusion: The pathological diagnosis was malignant sarcomatoid mesothelioma with extensive ossification. This ap-

pears to be the 17th reported case in the world and the 5th case in Japan.
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