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CASE REPORT

肺内気管支嚢胞壁から発生した肺癌の 1例

加藤雅人1・山本 聡2・小島勝雄3・山田恭平4

A Case of Lung Cancer Arising
in an Intrapulmonary Brochogenic Cyst

Masato Kato1; Satosi Yamamoto2; Katsuo Kojima3; Kyouhei Yamada4
1Department of Surgery, Hiramatsu Hospital, Japan; 2Department of Thoracic Surgery, Takagi Hospital, Japan; 3Department of

Thoracic Surgery, Karatsu Red Cross Hospital, Japan; 4Department of Pathology, Kurume University School of Medicine, Japan.

ABSTRACT━━ Background. Bronchogenic cysts are commonly found in the mediastinum but also occasionally in
the lung parenchyma. We herein report a rare case of lung cancer arising in an intrapulmonary bronchogenic
cyst. Case. A 58-year-old woman with a smoking history developed a cough and hemosputum in April 2021. On an
examination at a local hospital, no abnormal shadow was found on her chest radiograph, but computed tomogra-
phy of the chest revealed a 6.4-cm pulmonary cyst with irregular wall thickness in the right lower lobe.
Fluorodeoxyglucose-positron emission tomography showed abnormal accumulation in the thickened wall of the
pulmonary cyst (maximum standardized uptake value: 4.22). The diagnosis based on sputum cytology was class
IIIA, but lung cancer with cystic lesion could not be excluded. In September 2021, the patient underwent resec-
tion of the cystic lesion under thoracoscopic surgery. A frozen section obtained during surgery revealed adeno-
carcinoma, and video-assisted thoracoscopic right lower lobectomy was performed. Microscopic findings showed
bronchogenic lung cysts and the proliferation of malignant cells along the cyst’ inner walls (pT3N0M0). The pa-
tient was alive nine months after surgery without recurrence. Conclusion. Only 10 cases of lung cancer arising
from intrapulmonary bronchogenic cyst have been reported in Japan. When carcinoma is suspected in the bron-
chogenic cyst, appropriate surgical procedures should be considered.

(JJLC. 2022;62:424-428)
KEY WORDS━━ Intrapulmonary bronchogenic cyst, Lung cancer

Corresponding author: Masato Kato．
Received March 3, 2022; accepted July 4, 2022.

要旨━━背景．気管支嚢胞の多くは縦隔に発生するが，
稀に肺内に発生する．今回，肺内気管支嚢胞に発生した
肺癌の 1例を経験した．症例．58歳女性で喫煙歴あり．
2021年 4月頃から咳嗽と血痰が出現したため近医を受
診．胸部 X線では異常はなく，胸部 CTで右下葉に 6 cm
大の多房性嚢胞を認めた．嚢胞壁には不整な壁肥厚があ
り，喀痰細胞診は class IIIAであったが，FDG-PETでそ
の肥厚部に高集積を認めたため，肺嚢胞壁に発生した肺
癌が疑われた．2021年 9月，胸腔鏡下嚢胞切除を行い，
迅速病理で腺癌と診断され右下葉切除と ND2a-2郭清術

を施行した．病理組織学的には，嚢胞は内腔が多列線毛
上皮に被覆された気管支嚢胞で，嚢胞壁肥厚部を中心に
嚢胞壁に沿って伸展する腺癌を認め，肺内気管支嚢胞壁
発生の浸潤性粘液腺癌（pT3N0M0）と診断された．現在
術後 9ヶ月再発なく経過観察中である．結論．肺内気管
支嚢胞から発生した肺癌は，本邦では自験例を含め 10
例と稀である．気管支嚢胞に肺癌の合併が疑われたら，
外科切除を考慮することが必要である．
索引用語━━肺内気管支嚢胞，肺癌

1ひらまつ病院外科；2高木病院呼吸器外科；3唐津赤十字病院呼
吸器外科；4久留米大学医学部病理学講座．

論文責任者：加藤雅人．
受付日：2022年 3月 3日，採択日：2022年 7月 4日．

（肺癌．2022;62:424-428） � 2022 The Japan Lung Cancer Society



Lung Cancer Arising in Intrapulmonary Brochogenic Cyst―Kato et al

Japanese Journal of Lung Cancer―Vol 62, No 5, Oct 20, 2022―www.haigan.gr.jp 425

Figure 1.　A, B: CT shows a pulmonary cyst with an irregular wall thickness in the right lower lobe 
(white arrow). C: Multiplanar reconstruction of CT (coronal section) clearly demonstrates the irregular 
thickness of the cystic wall (white arrow). D: PET shows a high uptake of FDG in the cystic wall of 
the pulmonary cyst (SUVmax＝4.22) 

はじめに

気管支嚢胞はその多くが縦隔内に発生し，肺内発生は
稀とされているが，1 肺内気管支嚢胞は肺癌の発生母地
となることが報告されている．2,3 今回，肺内気管支嚢胞
に発生した肺癌の 1切除例を経験したので報告する．

症 例

症例：58歳．女性．
主訴：咳嗽．
既往歴：56歳時に子宮頸部異形成で手術．
喫煙歴：15本/日×36年．
現病歴：2021年 4月に 3週間ほど続く咳嗽と薄い血
痰があり，近医を受診．抗菌薬の投与を受け症状は消失
したが，初診時の CTで右肺下葉に 6 cm大の嚢胞性病

変を認めたため，同年 7月に CTの再検査を受けた．CT
所見で嚢胞のサイズに変化はなかったが，嚢胞壁の一部
に不整な壁肥厚を認めたため，肺癌の可能性があり，精
査目的に当科紹介受診となった．
入院時身体所見：身長 160.4 cm，体重 54.2 kg，体温

36.7℃，脈拍回数 84回/分，血圧 148/67 mmHg，呼吸数
14回/分，動脈酸素飽和度 97%（room air），Performance
status 0，表在リンパ節触知せず．心音，呼吸器音異常な
し．
入院時検査所見：血液，生化学検査に異常所見なく，
腫瘍マーカーは CEA 3.8 ng/ml，シフラ 1.2 ng/ml，SCC
0.7 ng/mlと正常範囲．
呼吸機能検査：VC 2620 ml，%VC 95%，FEV1.0 2020
ml，FEV1.0% 90%と正常範囲であった．
喀痰細胞診：異型細胞（class IIIA）を認めた．
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Figure 2.　Histological findings of the resected specimen. A: Transition from epithelial cells to cancer 
cells is seen inside the cyst wall (H.E. stain×100). B: The lumen of the cyst wall was covered with cili-
ated epithelia, and the cyst was diagnosed as an intrapulmonary bronchogenic cyst (H.E. stain×200). C:
Long columnar tumor cells with mucus in the cytoplasm with marked hyperplasia of the alveolar epi-
thelium (H.E. stain×200). D: The tumor cells were positive for alcian-blue staining (×100) and were di-
agnosed as mucinous adenocarcinoma.

気管支鏡所見：可視範囲に異常を認めなかったが，対
象が嚢胞であり気胸や出血の危険性があり，敢えて生検
は行わなかった．
画像所見：胸部単純 X線では肺野に異常陰影を認め

なかったが，胸部 CTで右下葉 S9に類円形の 6.4×3.8 cm
大の多房性嚢胞を認めた．その嚢胞の内尾側壁に不整な
壁肥厚を認めた（Figure 1A，1B，1C）．FDG-PETでは
嚢胞壁肥厚部に SUVmaxが 4.22の集積を認めたが，リ
ンパ節や遠隔臓器に異常集積は認めなかった（Figure
1D）．
手術所見：2021年 9月，胸腔鏡下手術で右下葉の嚢胞

部を切除し，嚢胞壁肥厚部が迅速病理検査で腺癌と診断
されたため，胸腔鏡下右下葉切除とリンパ節郭清
（ND2a-2）を行った．
病理組織所見：組織学的には嚢胞壁は多列線毛上皮よ
りなり（Figure 2A，2B），肥厚した嚢胞壁には粘液産生
をみる高円柱状の異型細胞が増殖し（Figure 2A，2C），
alcian-blue染色では腫瘍細胞が陽性を示し（Figure 2D），

肺内気管支嚢胞から発生した浸潤性粘液腺癌（total
size；5.3×1.5×5.2 cm，invasive size；5.3 cm，pm0，pl0，
Ly0，V1）と診断された（pT3N0M0 stage IIB）．遺伝子
検査では，EGFR遺伝子変異，ALK融合遺伝子変異，
ROS1融合遺伝子は全て陰性で，PD-L1蛋白の発現は 1%
未満であった．

考 察

気管支嚢胞は，胎生期における原子前腸からの異常迷
芽や分枝によって発生する先天性疾患である．その発生
時期によって発生場所が異なるとされており，胎生 4週
までに発生すれば，気管，気管分枝付近の縦隔に存在し，
4週以降に発生すれば肺内に存在すると考えられてい
る．4 正岡ら5によると，先天性嚢胞性疾患は縦隔腫瘍の
8.1%を占めているが，その中で気管支性嚢胞が 55%と
最も多く，稀な疾患ではないが，その発生部位はほとん
どが中縦隔や後縦隔であり，肺内に発生する気管支嚢胞
は気管支嚢胞全体の 15%程度である．1 また，肺内気管
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Table　1.　Lung Cancer Arising in an Intrapulmonary Brochogenic Cyst

Case Author
Age 
(years)/
Sex

Smoking 
history Symptom Location Size of 

BC (cm) Type of BC Diagnosis Operation Histology pStage

1 Ishihara
(1982) 

28/M N.S. Sputa, Fever RLL 19 Infected 
cyst

Surgery Lobectomy BAC IA

2 Usui
(1991) 

45/M Yes Hemosputa RLL N.S. Air-filled 
cyst

BF Lobectomy SQ IA

3 Narita
(1992) 

61/F N.S. Chest pain LLL 6.4 Lung 
nodule

TTN Lobectomy AD IV

4 Endo
(2000) 

37/F No None RLL 2.7 Infected 
cyst

Surgery Lobectomy BAC IA

5 Segawa
(2003) 

75/M Yes None RLL 8 Infected 
cyst

BF Lobectomy AD IB

6 Suzuki
(2004) 

58/F No None RML 5 Air-filled 
cyst

BF Lobectomy AD IB

7 Nishii
(2010) 

70/M Yes Dyspnoe RUL 4 Air-filled 
cyst

Pneumothorax 
ope

Lobectomy SQ IV

8 Sano
(2010) 

70/F No Cough RML 5 Lung 
nodule

Surgery Lobectomy BAC IA

9 Bessho
(2014) 

70/M Yes Diplopia RLL 4.3 Air-filled 
cyst

Sputa Lobectomy SQ IA

10 Kato
(present 
case) 

58/F Yes Cough RLL 6.4 Air-filled 
cyst

Surgery Lobectomy AD IIB

BC: bronchogenic cyst, RUL: right upper lobe, RML: right middle lobe, RLL: right lower lobe, LLL: left lower lobe, BF: bronchofiber, 
TTN: transthoracic needle biopsy, SQ: squamous cell carcinoma, AD: adenocarcinoma, BAC: bronchioalveolar carcinoma, N.S.: not stat-
ed

支嚢胞は，はじめは孤立性であるが，その 3/4は感染を
繰り返して気道との交通が発生し，咳嗽や発熱などの症
状を呈するようになると考えられている．6 今回の症例
を含めて肺内気管支嚢胞に発生した肺癌の 10例の検討
でも，咳嗽や血痰などの呼吸器症状で発見されたものが
4例あり，肺内気管支嚢胞が気道と交通していることが
示唆された（Table 1）．一方，肺嚢胞症に合併した肺癌に
関する報告が近年数多く見られ，肺嚢胞症と肺癌との関
連性が注目されている．Stoloffら7は男性で気腫性嚢胞
症を伴わない症例の肺癌罹患率が 0.19%であったのに対
して，気腫性嚢胞症を伴う症例では肺癌罹患率が 6.1%
であり，約 32倍の相対危険率と報告している．しかし嚢
胞性肺疾患にはブラなどの後天性の気腫性肺嚢胞症と，
肺内気管支嚢胞や先天性嚢胞性腺腫様奇形などの先天性
肺嚢胞症があり，肺嚢胞の種類を明らかにした上での症
例検討が必要である．鈴木ら3は本邦での肺嚢胞に肺癌

が合併した 66例の報告例を検討し，嚢胞壁の病理組織学
的所見から肺嚢胞の種類を明確にしていた報告は 19例
であり，その中で肺内気管支嚢胞との合併例は 4例で
あったと報告した．以前から肺内気管支嚢胞は癌の発生
母地であると言われてきたが，2,3 肺内気管支嚢胞壁に発
生した肺癌の報告は意外に少ない．自験例を含めて本邦
では 10例のみであり，2,3,8-14 この 10例の検討では，年齢
が 57.2歳（28～75歳）で，男性 5例，女性 5例と性差は
なく，発生部位は右下葉が 6例と最多であった．また，
組織型は腺癌が 4例，扁平上皮癌が 3例，brochioalveolar
carcinoma（BAC）が 3例であった（Table 1）．肺内気管
支嚢胞と発癌との因果関係については，いずれの報告で
も明らかにされていないが，嚢胞壁に癌が発生する機序
に関して，Womackら15は，先天性気管支嚢胞 9切除例
のうち 3例に扁平上皮化生を認めたことから，扁平上皮
化生が先天性肺嚢胞の悪性化の前癌病変であると唱え
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た．しかし，今回の 10例の検討では扁平上皮癌だけでな
く腺癌や BACの症例もあり，扁平上皮化生だけでは発
癌の機序としては不十分である．瀬川ら11は，肺内気管支
嚢胞は縦隔内気管支嚢胞と異なり，嚢胞が気道と通じて
いるという点で，気腫性肺嚢胞と同様に外的因子が嚢胞
内に停滞しやすく，その結果，嚢胞壁が carcinogenに長
時間曝露されることが発癌の母地となっていると推察し
た．この説であれば，気道と交通のない縦隔気管支嚢胞
には癌の発生の報告が殆どなく，今回検討した肺内気管
嚢胞に発生した肺癌 10例の組織学的多様性も説明でき
る．自験例では嚢胞壁の不整な肥厚の所見から肺癌を
疑って手術を行い，術中迅速病理検査で腺癌と診断され
たため，右肺下葉切除術を施行した，術後の病理学的診
断では肺嚢胞に発生した浸潤性粘液腺癌と診断された
が，比較的大きな肺嚢胞が気腫性肺嚢胞の好発部位では
ない右下葉の肺底部のみに存在し他の部位には嚢胞がな
いこと，腫瘍が気管枝を閉塞したチェックバルブにより
発生した嚢胞では，細気管支内の腫瘍の存在や隔壁の断
裂や，経時的に嚢胞の形態が変化する可能性が考えられ
るが，病理組織像でもそのような所見がなく，また初診
時から 5ヶ月後の CTでも肺嚢胞の形態に変化がないこ
と，更には嚢胞壁の組織像の精査で嚢胞の上皮が多列線
毛上皮であることが確認されたことから，肺内気管支嚢
胞に発生した腺癌と診断された．自験例は嚢胞上皮の多
列線毛上皮以外には気管支腺や平滑筋，軟骨は明らかで
はなかったが，自験例を含めて今回検討した 10例におい
て，軟骨を認めたのは 2例，気管支腺を認めたのは 1例
で，他の 7例は多列線毛上皮のみであり，多列線毛上皮
以外に気管支嚢胞の診断根拠となる成分（気管支腺，軟
骨，平滑筋）を示す症例は少ないと思われた．近年，気
腫性肺嚢胞に発生した肺癌が多く報告されているが，そ
の中には肺内気管支嚢胞に発生した肺癌が見落とされて
いる可能性があり，肺癌が発生した嚢胞壁の詳細な組織
学的精査を行うことが必要と考えられた．今回の 10例の
検討では下葉に発生した症例が 7例と多く，残りは上葉
が 1例，中葉が 2例であったことより，背景に気腫化の
ない孤立性肺嚢胞が好発部位ではない下葉や中葉に存在
し，壁の肥厚を伴っている場合は肺内気管支嚢胞に発生

した肺癌の可能性があり，積極的に外科治療を考慮する
ことが必要である．
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