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SHORT REPORT

両側肺転移をきたした軟口蓋多形腺腫の 1手術例
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要旨━━転移性多形腺腫はまれな腫瘍であり，小唾液腺
多形腺腫の肺転移の報告例は少ない．今回，我々は軟口
蓋多形腺腫の両側肺転移の 1手術例を経験したので報告

する．
索引用語━━転移性多形腺腫，軟口蓋多形腺腫，転移性
肺腫瘍，胸腔鏡下手術

症例：70歳代，女性．主訴：両側肺結節．既往歴：橋
本病．
現病歴：当院口腔がんセンターで軟口蓋多形腺腫を切
除し，12年後に局所再発巣を切除した．再発時の胸部 CT
で右肺下葉に長径 0.6 cmの充実性結節を認め，経過観察
とした．5年後，左肺下葉に長径 1.1 cmの新たな充実性
結節が出現した．その後 3年間で右肺下葉結節が 1.3
cm，左肺下葉結節が 2.7 cmまで増大したため，外科を受
診した．
画像所見：胸部単純 CTで，右肺下葉と左肺下葉に辺

縁が比較的明瞭な不整形の充実性結節を認めた（Figure
1A）．
治療経過：診断・治療目的に，胸腔鏡下左下葉部分切
除と右下葉部分切除を二期的に施行した．
摘出標本肉眼所見：両切除病変は同様の所見を示した
ため，右下葉の切除検体を提示する．境界明瞭な灰白色

の分葉状腫瘍で，内部は比較的均一であった（Figure
1B）．
病理組織所見：腫瘍内に TTF-1陽性の肺胞構造を認

め，既存の肺胞が破壊されずに残存していた．腫瘍は部
位により多彩な像を示し，明瞭な二相性を有する腺管構
造と（Figure 2A），粘液様間質を背景に短紡錘形細胞，
形質細胞様細胞が充実性に増殖する領域を認め（Figure
2B），後者が優勢であった．類軟骨成分は認めなかった．
腺管の表面の細胞は AE1/AE3陽性（Figure 2C），CK7
陽性，基底側の細胞は S100陽性（Figure 2D），p63陽性，
SOX10陽性で，上皮と筋上皮からなる腺管であった．短
紡錘形細胞，形質細胞様細胞は AE1/AE3弱陽性，S100
陽性であった．Ki-67 indexは 10%であった．全体として
細胞密度は高く，核の軽度腫大はあるものの，核分裂像
や壊死，異型度の高い細胞が増殖する所見は認めなかっ
た．初発の軟口蓋多形腺腫の標本を確認することはでき
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Figure　1.　Computed tomography showed 1.3- and 2.7-cm 
solid nodules in the right and left lower lobes, respectively 
(A). The examination of a resected specimen of the right 
lower lobe revealed a well-circumscribed, lobulated tumor 
(B).

Figure　2.　Biphasic tubular and glandular structures (A). 
Spindled and plasmacytoid cells proliferating in the myx-
oid stroma (B). The cells in the inner part of the tubular 
and glandular structures were positive for AE1/AE3 (C), 
and the cells in the outer part were positive for S100 (D).

なかったが，局所再発腫瘍と類似した組織像であり，転
移性多形腺腫と診断した．鑑別診断として上皮筋上皮癌
の肺転移があげられたが，上皮筋上皮癌の筋上皮成分は
主に淡明な細胞質を有する筋上皮細胞からなる点が，本
症例とは異なった．
術後経過：肺切除の 1年後に左側頭筋転移を切除し，
その 1年 6ヶ月後に腰部皮膚転移を切除した．2年後，右
大腿骨内顆転移に対して人工膝関節置換術を施行した．
左側頭筋転移は局所再発し，頭蓋骨浸潤をきたした．肺
切除後 3年 11ヶ月，外来で経過観察中である．
考察：多形腺腫は，全唾液腺腫瘍の 60%，唾液腺良性

腫瘍の 80%を占める，最も頻度の高い良性腫瘍である．
組織学的に上皮成分と筋上皮・間質成分が混在するのが
特徴で，腺管上皮，腫瘍性筋上皮細胞，粘液に富む間質
基質などが種々の比率で入り混じり増殖する．
転移性多形腺腫は，多形腺腫に相当する良性の組織像
を呈するにも関わらず遠隔転移をきたすまれな腫瘍で，
1942～2014年の間に 81例が報告されている．1 原発腫
瘍の部位は，耳下腺が最も多く（74.1%），口蓋の小唾液
腺を原発とするものは 6.2%である．2 転移臓器は骨が多
く（29.5%），肺（27.4%），頚部リンパ節（17.9%）と続き，
死亡率は 18%と報告されている．2 大半の症例で局所再
発の既往があり，原発腫瘍切除から転移発見までの期間
は 3～52年に及ぶ．1

転移性多形腺腫を良性腫瘍と悪性腫瘍のどちらに分類
するかは議論がある．WHO分類 2005年版には唾液腺の
悪性上皮性腫瘍として記載されていたが，WHO分類第
4版（2017年版）には細胞像が良性相当であるとの理由
で良性腫瘍として多形腺腫の項目に記載され，予後も一
般的に良好であると記載されている．1 一方で，AFIP
腫瘍・非腫瘍病理学アトラス第 5シリーズ（2021年発
刊）には低悪性度の唾液腺癌として記載されている．2 転
移の機序には諸説あり，①全ての多形腺腫が極めて低い

悪性度を潜在的に有している，②手術操作により多形腺
腫が静脈内へ侵入する，③組織学的な表現型の変化はな
いが，多形腺腫に遺伝子異常が発生し低悪性度の癌腫と
なっている，④多形腺腫と形態的に重複する別の腫瘍で
ある，などが考えられている．2

本症例は，経過観察の結果，肺転移病変が左右 1個ず
つに留まったため，切除した．転移病変の切除は，化学
療法，放射線治療よりも有意に生存期間を延長すると報
告されており，3 他に有効な治療法が確立されていない
ことから，積極的に検討すべき治療選択肢と考えられた．
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