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Ⅲ．症例報告
Ⅲ．良性多嚢胞性腹膜中皮腫の１例
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要　旨
　良性多嚢胞性腹膜中皮腫（benign…multicystic……mesothelioma…of…the…peritoneum…:…BMMP）は比較的若年～中年

女性に好発する非常にまれな疾患である。今回われわれは、下腹部痛を契機に発見された BMMP の１例を経験したの

で報告する。症例は 50 歳代、女性。下腹部痛を主訴に来院し、各種画像検査で右下腹腔内に多房性嚢胞性病変を認

めた。開腹術にて、大網および右卵巣近くに小型の嚢胞を認めた。腫瘍捺印細胞診では、異型のない細胞をシート状

集塊で認めた。切除標本では、異型に乏しい単層上皮の lining がみられた。免疫染色にて腫瘍細胞は calretinin、

D2-40 に陽性を示し、BMMP と診断した。
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Abstract
Benign multicystic mesothelioma of the peritoneum (BMMP) is a rare lesion condition that occurs mainly in young to middle-
aged women. Here we report a case of BMMP. The patient was a female in her 50’s who presented with lower abdominal pain. 
Magnetic resonance imaging and computed tomography detected a multicystic tumor in the right lower abdomen. Laparotomy 
revealed small cystic lesions in the omentum and near the right ovary. Stamp cytology of the tumor showed that clustering tumor 
cells with little atypia formed sheet-like structure. Histopathological examination revealed that the tumor consisted of cysts lined 
by a single layer of flattened cells, and there were no atypical findings. Immunohistochemically, tumor cells were positive for 
calretinin and D2-40. According to these findings, the tumor was diagnosed as BMMP. 
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はじめに

　中皮腫は胸膜を原発とするものがほとんどであり、腹膜

原発の頻度は少ない。また、腹膜原発の中皮腫の中でも、

良性多嚢胞性腹膜中皮腫 (benign multicystic mesothelioma 

of the peritoneum : BMMP) は非常にまれな疾患である１)。

今回われわれは、下腹部に発生した BMMP の１例を経験

したので報告する。

Ⅰ．症例

患者：50 歳代、女性

主訴：右下腹部痛

既往歴：左鼠径ヘルニア、甲状腺乳頭癌、左乳腺腫瘍、

右卵巣嚢腫

家族歴：姉、卵巣癌（詳細不明）

現 病歴：１ヶ月ほど前より右下腹部痛が出現し、精査のた

め当院産婦人科紹介受診となった。来院時の血液検査

では特記すべき所見はなかった。腹部超音波検査では、

腹腔内正中～右側尾側に嚢胞性病変を認めた（図１A）。

卵巣由来の印象だが、原発巣はエコー上、同定困難で

あった。腹部 MRI 検査では、腹腔内尾側右方優位に広

がる多房性腫瘤を認めた（図１B）。正常卵巣が同定困

難であったため、卵巣由来も否定できないが、虫垂や

腹膜由来も鑑別にあげられた。腹部 CT 検査では、膀

胱の腹側に多房性嚢胞性病変を認めた。いずれの画像

診断においても原発巣の同定は困難であり、開腹術を

実施した。大網と膀胱腹膜に癒着する多房性嚢胞性病

変を認め、腫瘍、大網、子宮両側付属器切除を行った。

病理所見

１．肉眼所見：大網表面に小型の嚢胞を多数認めた

（図 2）。嚢胞の大きさは直径数 mm から 2-3cm のも

のまで大小様々であった。嚢胞内には、透明な漿液

性物質が充満していた。充実性部分は認めなかった。

２．細胞所見（腫瘍捺印標本）：パパニコロウ染色に

おいて、類円形核をもち、核中心性を示す中皮様細

胞をシート状集塊で認めた。集塊内に重積は目立た

ず、一部で核小体を認めたが、核形不整やクロマチ

ン増量などの悪性を示唆する所見はみられなかった 

（図 3）。ギムザ染色においても同様の細胞像を認め、

胞体は少し厚みがあり、一部で好塩基性を示した。

３．組織所見：嚢胞壁は線維性結合組織からなり、嚢

胞間には浮腫状の間質を認めた。嚢胞内腔は立方状あ

るいは扁平な中皮様細胞に被覆されており、個々の細

胞の異型性は乏しかった（図 4）。嚢胞内に充満する漿

液性物質はコロイド鉄染色 (+), PAS 染色 (+) を示した。
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４． 免 疫 染 色 所 見： 嚢 胞 壁 を 構 成 す る 細 胞 に

calretinin(+)（図 5A），D2-40(+) となり、捺印細胞診

標本においても中皮様細胞に calretinin(+) となった

（図 5B）。

以上の所見から、BMMP と診断した。

術…後経過：術後合併症なく退院し、約 10 ヶ月後の時点で

腫瘍の再発はみられない。症状再燃もみられず、経過

良好である。

Ⅱ．考察

　中皮腫の多くは胸膜原発であり、腹膜原発のものは全体

の約 4 分の 1 にすぎない。さらに腹膜中皮腫は、びまん性

悪性型がほとんどを占め、中年男性に多いことが知られてい

る１)。中皮腫の中でも BMMP は非常にまれな疾患で、1979

年に Mennemeyer と Smith によって初めて報告された２)。

　BMMP は比較的若年～中年に多く発生し、男女比では

圧倒的に女性に多いといわれている３)。発生部位としては、

骨盤内や大網表面に好発することが報告されている４)。臨

床症状は、腹痛や腫瘤触知で、疾患を特定するような特

異的症状はみられない５)。治療法は確立されていないが、

外科的切除が基本であり、比較的生命予後は良いとされ

ている 6,７)。その一方で、約半数に再発をみるため、長期

経過観察が重要である４)。

　発生機序は不明だが、反応性と腫瘍性の２つの説が提

唱されている。反応性説では、BMMP において開腹術、

子宮内膜症、骨盤内炎症の既往のある症例が多く、組織

学的にも炎症所見を認めることから、慢性刺激が発生に

関与すると考えられている３)。一方、腫瘍性説では、緩

徐に増大し、多くの症例で再発を認め、悪性転化例もみ

られること、嚢胞性とびまん性組織の混在例があることな

どから、腫瘍性疾患であると考えられている８)。一般的に

中皮腫の病因としてアスベストとの関連が報告されている

が、BMMP ではアスベストとの関連は否定的である 5,８)。

　画像診断では、特徴的な所見がないため、ほかの嚢胞

性疾患との鑑別が難しく、BMMP の診断には病理組織診

断が必要不可欠である。

　病理組織学的に、BMMP は大小多数の嚢胞より成って

おり、内部には漿液性物質が充満している。嚢胞は１層の

中皮様細胞からなり、個々の細胞に異型性は認めないの

が特徴である 9,10)。嚢胞間には炎症細胞を認め、一部で扁

平上皮化生細胞を認める症例も報告されている 11)。本症

例では、中皮細胞に被覆された多数の嚢胞をみる、典型

的な所見がみられたが、扁平上皮化生細胞の存在は確認

されなかった。

　組織所見に対し、細胞所見の報告はきわめて少ない。
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山田ら１)、山口ら 12)、Assay ら 11) は、BMMP の腹腔洗浄

液において、単調な異型のないシート状中皮細胞を認め

た。細胞所見においても、扁平上皮化生細胞を認めるこ

とがあり、診断の一助になるのではないかと考えられてい

る。また、Devaney らによって FNA 検体の細胞所見も報

告されており、腹腔内洗浄液同様に、異型のない中皮細

胞集塊を認めるとされたが、小型の核小体を持つという新

たな所見が報告された 10)。

　これまで捺印標本の細胞像について言及している報告

はないが、本症例では、捺印標本の細胞像について検討

できた。本症例の捺印標本の細胞像もこれまでの報告に

類似しており、異型のない中皮様細胞をシート状集塊で

認めた。扁平上皮化生細胞は認めなかったが、小型の核

小体が確認できた。ギムザ染色像についての報告は少な

いが、本症例では好塩基性で少し厚い胞体を有する中皮

様細胞が確認できた。パパニコロウ染色、ギムザ染色とも

に、典型的な中皮細胞の細胞像が確認された。

　また、BMMP の診断においては、いくつかの特殊染色、

免疫染色が有用であるといわれている。嚢胞内腔を被覆

す る 細 胞 は calretinin、cytokeratin、vimentin、MNF116

などで陽性となることが報告されている 10,13)。特に、

calretinin(+) を示すことで、中皮由来であることを確認する

ことが診断において重要である。本症例では、calretinin(+)

に加えて中皮系マーカーである D2-40(+) も確認でき、中

皮由来の細胞であると考えられた。また、嚢胞内に充満し

た漿液性物質はコロイド鉄染色 (+)、PAS 染色 (-) であるこ

とが報告されている 5,６)。本症例もこれまでの報告と同様

にコロイド鉄染色 (+)、PAS 染色 (-) が確認された。

　前述したように、BMMP は画像診断での鑑別が難しく、

病理組織診断における鑑別が重要である。鑑別を要する

良性疾患としては、嚢胞性リンパ管腫、卵管内膜症、子

宮内膜症、後腹膜を含むミュラー嚢胞、嚢胞性腺腫様腫瘍、

嚢胞性中腎管遺残などが挙げられる。また、悪性疾患で

鑑別を要するものは、悪性中皮腫や腹膜を含む漿液性腫

瘍などがある 7,12)。この中でも嚢胞性リンパ管腫は、臨床

的にも組織学的にも最も鑑別が難しく、問題となる 10)。臨

床的には、BMMP が女性に多いのに対し、嚢胞性リンパ

管腫は約 3/4 が男性に発生し、50% 以上は 5 歳未満の子

供に発生する。さらに、BMMP は約半数で再発するのに

対し、嚢胞性リンパ管腫での再発は少ないとされている
13)。BMMP の細胞像は、異型のない中皮様細胞をシート

状集塊で認め、時に扁平上皮化生細胞をみることが特徴

である。それに対して嚢胞性リンパ管腫では、多数の小

型リンパ球と、それに混在して大型リンパ球を認める。大

型リンパ球は、リンパ濾胞の胚中心由来と考えられ、リン

パ装置の形成を示唆する重要な所見であり、BMMP との

鑑別において有用な所見である 14)。組織学的所見として

は、前者では、嚢胞内腔が一層の扁平もしくは立方状の

中皮細胞で覆われており、免疫染色にて上皮系マーカー

の cytokeratin や中皮細胞系マーカーの calretinin が陽性

を示す。一方、後者では、嚢胞を覆う細胞は中皮細胞で

はなく内皮細胞であるため、血管内皮系マーカーの Factor

Ⅷや CD31 などが陽性を示す４)。本症例でも中皮細胞系

マーカーの calretinin、D2-40 陽性を確認したことにより、

BMMP の確定診断につながった。BMMP は、時に他の

嚢胞性疾患との鑑別が困難であるが、免疫染色を活用す

ることで正確な診断を行うことができると考えられる。

Ⅲ．結語

　今回、下腹部痛を契機に発見された BMMP の１例を経

験した。非常にまれな疾患であるが、臨床所見も考慮して、

腹部の多房性腫瘍においては、鑑別にあげる必要がある

と考える。
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