
CASE REPORT

切除 14年後に肺転移を認めた耳下腺原発腺様囊胞癌の 1例

杉山 文1・江川博彌1・村井 博1・
濱井宏介1・向田秀則2・金子真弓3

要旨━━背景．唾液腺原発の腺様囊胞癌は高率に肺転移をきたすが，14 年という長期経過後に孤立性肺転移を発見さ
れた症例は稀である．症例．症例は 74 歳男性．1992 年に左耳下腺腫瘍の摘出術が施行され，腺様囊胞癌の組織診断が
なされた．1994 年の受診時には再発・転移所見を認めず，以降は経過観察を行われていなかった．2006 年に施行され
たCT検査にて，偶然左肺下葉に 6 cm大の境界明瞭な腫瘤影を発見された．CTガイド下針生検の結果，腺様囊胞癌と
診断された．全身検索を行ったがその他の部位に遠隔転移はなく，左肺底区域切除術を施行した．摘出標本において本
腫瘍は気管支との連続性を欠いており，耳下腺原発腺様囊胞癌の肺転移と診断した．結論．われわれは原発巣術後 14
年目に孤立性肺転移を発見した腺様囊胞癌の 1例を経験した．術後 10 年以上で発見された腺様囊胞癌肺転移症例を検
討し，術後の経過観察ならびに再発時の治療法について考察した．（肺癌．2008;48:290-294）
索引用語━━耳下腺，腺様囊胞癌，肺転移

A Case of Adenoid Cystic Carcinoma of the Parotid Gland,
Metastasizing to the Lung 14 Years After Surgical Resection

Aya Sugiyama1; Hiromi Egawa1; Hiroshi Murai1;

Kosuke Hamai1; Hidenori Mukaida2; Mayumi Kaneko3

ABSTRACT━━ Background. Adenoid cystic carcinoma（ACC）of salivary-gland origin often metastasizes to the lungs,
but discovery of a solitary lung metastasis 14 years after surgical resection of such a tumor is a rare event. Case. A 74-
year-old man had undergone surgical removal of a left parotid gland tumor in 1992, with histological diagnosis of ACC.
In a 1994 screening, there was no sign of local recurrence or distant metastasis, and subsequently the patient was no
longer followed-up. In 2006, however, when the patient underwent computed tomography（CT）scanning, a single
round tumor was discovered in the left lower lung measuring 6 cm in diameter with distinct and smooth margins. CT
guided needle biopsy was then performed and histological examination of the tumor revealed ACC. Whole body ex-
amination revealed no sign of any other metastasis, and segmentectomy of the left lower lung was carried out. Be-
cause the resected specimen showed no relationship with any bronchi, we diagnosed the tumor as metastatic lung
cancer from the original parotid gland ACC. Conclusion.We reported a case of solitary lung metastasis from a parotid
gland ACC, 14 years after resection of the primary tumor. We presented a review of reported cases of ACC metasta-
sizing to the lungs more than 10 years after the initial operarion, and discussed follow-up after surgery for ACC and
treatment for the occurrence of metastases.（JJLC. 2008;48:290-294）
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Figure 1. Chest X-ray on admission showing a 
well-defined round shadow in the left lower lung 
field.

Figure 2. Chest computed tomography demonstrating a 
single round tumor in the left lower lung. It was 6 cm in di
ameter with a distinct and smooth margins, with no lobula
tion or spiculation.

Figure 3. Macroscopic findings of the resected lung 
specimen.

はじめに

腺様囊胞癌は唾液腺に好発する悪性腫瘍である．本症
は，臨床経過は長いが浸潤・破壊性に増殖し，高率に遠
隔転移を認めることが知られている．1

今回われわれは原発巣切除 14 年後に孤立性肺転移を
認めた，耳下腺原発腺様囊胞癌の 1例を経験したので，
若干の考察を加えて報告する．

症 例

症例：74 歳，男性．
主訴：特になし．
既往歴：1992 年，左耳下腺腺様囊胞癌手術．
家族歴：特記事項なし．
喫煙歴：5本�日，20 歳より 54 年間．
現病歴：1992 年 7 月，A病院耳鼻咽喉科にて左耳下腺

腫瘍の摘出術が施行され，組織学的に耳下腺原発の腺様
囊胞癌と診断された．術後放射線療法（左耳下腺部に計
70 Gy）ならびに化学療法（テガフール・ウラシル 300
mg�日，経口投与 2ヶ月）が追加された．1994 年の受診
時には再発・転移所見を認めず，以後経過観察は行われ
ていなかった．2006 年 12 月に腹痛を主訴に当院を受診
した．その際に施行されたCT検査にて，偶然左肺下葉に
6 cm大の境界明瞭な腫瘤を発見されたため，精査加療目
的にて入院となった．
入院時現症：身長 162 cm，体重 53 kg，体温 36.2℃，血

圧 100�60 mmHg，脈拍 80�分整，身体所見に異常を認め

なかった．左頸部に手術痕を認めた．
入院時検査所見：血算・生化学検査とも異常を認め

ず，腫瘍マーカー（CEA，NSE，SCC）の上昇も認めな
かった．
胸部単純写真：左下肺野に境界明瞭な円形腫瘤あり

（Figure 1）．
胸部単純CT検査：左 S9 に 6 cm大の境界明瞭な円形

腫瘤を認め，分葉や spicula を認めなかった（Figure 2）．
縦隔および肺門リンパ節に腫大なし．
気管支鏡検査：可視範囲に異常なし．
FDG-PET検査：左下葉の 6 cm大の腫瘤に一致し，

SUV 4.6 と比較的淡い集積を認めた．その他の部位に異
常集積は認められなかった．
経過：入院後CTガイド下針生検を施行した結果，腺

様囊胞癌の組織診断を得た．気管支原発の腺様囊胞癌の
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Figure 4. Histologically, the tumor shows typical cribriform pattern of adenoid cystic carcinoma, and it was 
the same histological pattern as the left parotid gland tumor that had been resected 14 years previously. A）HE 
stain×4. B）HE stain×20.

BA

発生母地とされる粘液腺は，大部分は 4次気管支までに
存在し，7次以下の末梢気管支には存在しないと考えら
れており，2 本症例は末梢肺に発生した腺様囊胞癌であ
ること，また耳下腺腺様囊胞癌手術の既往があることよ
り，孤立性ではあるが肺原発の腺様囊胞癌ではなく，耳
下腺腺様囊胞癌の肺転移と臨床的に診断した．その後全
身検索を行ったが，その他の遠隔転移および耳下腺局所
再発所見は認めず，左肺底区域切除術を施行した．摘出
標本の病理組織は偽囊胞形成を伴う典型的な篩状型腺様
囊胞癌であり，14 年前に摘出された耳下腺腺様囊胞癌と
一致する病理組織像であった（Figure 3，4）．また，本腫
瘍は気管支との連続性を欠いており，耳下腺原発の腺様
囊胞癌肺転移と診断した．

考 察

腺様囊胞癌は唾液腺の代表的な癌腫である．5年生存
率は 60～70％と比較的良好だが，周囲組織への浸潤傾向
が強く高率に遠隔転移をきたすため，10 年生存率 30～
40％，20 年後には 10％前後に低下するとの報告があ
る．3 本症は緩徐発育性で再発までの期間が長く，Khan
ら4 は頭頸部腺様囊胞癌 68 症例を平均 13.2 年間調査し
た結果，遠隔転移発見まで平均 7.6 年であったと報告し
ている．また，本症は血行性転移が多く，転移先は肺が
最多であるが，他に骨・脳・肝臓などに転移することも
ある．1 局所や所属リンパ節の状況が必ずしも進行して
いなくても遠隔転移をきたすことがあり，遠隔転移例の
5年生存率は約 20％とされる．1 一般的に腺様囊胞癌に
対する治療は外科手術に加え，進行例では残存腫瘍の制
御に放射線照射が併用される．1 しかしながら有効な化
学療法はいまだ確立していない．

本症例は耳下腺腺様囊胞癌切除後 14 年という長い経
過の後に，偶然孤立性肺転移が発見された．本症例の場
合，原発巣切除後 3年目以降の経過観察が行われておら
ず，14 年後に発見された際に腫瘍径はすでに 6 cmと巨
大であった．腺様囊胞癌の発育速度が非常に緩徐である
ことを考えると，肺転移は無症状のまま徐々に増大して
いたものと推測される．
原発巣切除後 10 年以上で発見された腺様囊胞癌肺転

移の症例報告は自験例を含め 10 例であった（Table
1）．5-13 その内訳は男性 5例，女性 5例，肺転移発見時の
平均年齢は 59.7 歳（40～78 歳）であった．原発巣に対し
てはいずれも手術療法が施行されており，1例に化学療
法を，1例に放射線療法を，1例には化学療法および放射
線療法が追加されている．肺転移はいずれも本例と同様，
検診や他疾患の検査中に偶然発見されており，肺転移に
よる症状が発見契機となった症例はなかった．肺転移発
見までの平均期間は 15 年（10～28 年）であり，肺転移は
孤立性 5例，多発性 5例であった．3例に局所再発，2
例に肺外転移（頭蓋骨，壁側胸膜）を同時に認めた．多
発肺転移 2例を含む 7例に手術療法が施行され，7例と
も完全切除が行われていた．術後経過は，4例は不明，1
例は術後 2年無再発生存中，1例は術後 1年無再発生存
中，1例は術後 1年にて再々発を認めたが再手術後 7ヶ
月無再発生存中である．転移巣の根治的手術がなされな
かった 3例についてみると，1例は重複癌（十二指腸癌）
の全身転移により 1ヶ月後に死亡し，1例は未治療で 6
ヶ月以降の経過は不明，1例は化学療法が施行されたが
効果なく 4ヶ月以降の予後は不明である．
Locati ら14 は腺様囊胞癌肺転移症例に対する手術療法

の有効性を評価する目的にて 20 症例の検討を行い，転移
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Table 1. Reported Cases of Adenoid Cystic Carcinoma Metastasizing to the Lungs More Than 10 Years After Resection of 
the Primary Tumor

Outcome After
Diagnosis of
Lung Metastasis

Treatment
for

Metastases

Distant
Metastasis
in Other
Organs

Local
Recurrence

Lung
Metastasis
Size
（cm）

Time
to

Relapse
（Years）

Detection 
of Lung
Metastases

Initial
Treatment

Primary
Site

Age,
SexAuthor

Dead of Duodenal 
Cancer （1 M）

Supportive
Care

（－）（－）Right 11,
Left 3.5

28Another
Disease

OpHard
Palate

78,
M

Tomizawa51

Alive with
Disease （4 M）

Chemo ＊（－）（＋）Multiple,
Bilateral

20Another
Disease

OpTongue70,
F

Taniguchi62

Alive with
Disease （6 M）

None（－）（－）Multiple,
Bilateral

18Another
Disease

OpScalp43,
M

Pappo73

Not DescribedOp（－）（－）Right 1.315ScreeningOpLacrimal
Gland

40,
F

Okaniwa84

Alive with
Disease （1 Y）

Op（－）（－）Left 614Another
Disease

Op, Rad, 
Chemo

Parotid
Gland

74,
M

Present
Case
5

Alive with
Disease （1 Y 7 M）

Op ＋ Re-Op † ＋
Chemo ‡

Parietal 
Pleura

（－）Left 413ScreeningOpLacrimal
Gland

58,
M

Ueshima96

Alive with
Disease （2 Y）

OpSkull Bone（－）Right 3,
Left 1

12Bone
Metastasis

Op, RadLacrimal
Gland

65,
F

Hashimoto107

Not DescribedOp（－）（＋）Multiple,
Right

10Local
Recurrence

OpScalp57,
F

Sanderson118

Not DescribedOp（－）（＋）Left 210ScreeningOpSubmandibular
Gland

50,
M

Akahagi129

Not DescribedOp（－）（－）Right 210ScreeningOp,
Chemo

Bronchus62,
F

Watanabe1310

＊Etoposide 25 mg/day per os, 21 days.
†3 Pulmonary Metastases and 2 Pleural Metastases.
‡Tegafur Gimeracil Oteracil Potassium（S-1）120 mg/day per os.
Op: Operation, Rad: Radiation, Chemo: Chemotherapy, Another Disease: Whole Body Examination for the Another Disease, Bone 

Metastasis: Whole Body Examination for Bone Metastasis, Local Recurrence: Whole Body Examination for Local Recurrence.

巣を完全切除された症例においてはmedian freedom
from progression（FFP），overall survival（OS）ともに
改善したとしている．しかし肉眼的残存腫瘍を認めた症
例では保存的治療を行った場合と予後に差がなかったと
している．本症例は肺転移巣切除後 1年非再発生存中で
あり，今後も長期の経過観察を要する．有効な化学療法
が確立されていない現在，根治的切除が可能な症例では
手術療法が第一選択と考える．
本稿で収集した 10 症例にはいずれも肺転移に伴う症

状は認めなかった．Sung ら15 も 94 症例の検討において
自覚症状は肺転移発見契機とならなかったとし，肺転移
発見までの期間は 12～136 ヶ月（平均 47.7 ヶ月）であっ
たと述べている．早期に転移を発見し手術療法を逸しな
いためには，術後定期的に胸部単純X線検査などを実施
し長期に経過観察を行う必要がある．

結 語

今回われわれは原発巣切除 14 年後に肺転移を発見し
た耳下腺原発腺様囊胞癌の 1例を経験した．
術後 10 年以上で発見された腺様囊胞癌肺転移の症例

を収集し検討した結果，いずれも肺転移は無症状に経過

し検診などで偶然発見され，10 例中 7例に根治的手術療
法が施行されていた．根治的手術によりFFP，OSを改善
できたとする報告14 も認められることから，腺様囊胞癌
の術後には胸部X線検査などによる長期の経過観察を
行い肺転移を早期に発見し，根治手術が可能な場合には
手術療法が必要と考えられる．

本例の要旨は第 46 回日本肺癌学会中国・四国支部会で報

告した．
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