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同側の下腿骨過成長 を 伴 っ た 足部多発性 グ ロ ー ム ス腫蕩の 1 例

赤 羽

長野県立 こ ど も 病院整形外科

努 ・ 藤 岡 文 夫 ・ 塩 津 律

要 旨 左足部に 発 生 し た 多 発性 グ ロ ー ム ス 1重傷の 1 1 歳女児 を経験 し た が， 擢患肢の下腿過成

長 を 合併 し て い た MRI に て痛 みの 部位 に 一致 し た皮下腫療が摘出 さ れ， 摘出標本 に て 多発性 グ
ロ ー ム ス 腫療 (glomangiomatosis) と 診断 し た 擢患側の下腿骨は 過成長 と 骨萎縮 を呈 し て い た が，

こ の よ う に グ、 ロ ー ム ス 腫毒事に過成長が合併 し て いた症例 は本�'I)で 4 例， 海外で 1 例報告 さ れて い る

の み で あ る

症 例

は じ め に

グ ロ ー ム ス 腫蕩 は 比較的稀 な 良性腫擦で， jl次部

!堕癖全体 の l . 6 % を 占 め る 9) 成 人 の 指 の 爪下 に

発 生 す る 単発性の も の が多 い が， 10% を 占 め る 多

発例 は 単発例 よ り も 若年で発症 し ， 場所 も 爪下以

外が多い. 今回足部の多発性 グ ロ ー ム ス 腫療 に 同

側 の 下腿骨過成長 を 伴 っ た 症例 を 経験 し た の で報

告 す る .

症例 は 1 1 歳 の 女児で， 主訴 は 左足部痛 で あ る .

9 歳時 よ り 痛 み が続 い て お り ， 般行 も 伴 う た め原

因検索 目 的で紹介 と な っ た . 母親 に よ る と ， 痛 み

の た め 2 年間満足 な 荷重 がで き て い な い と の こ と

で あ っ た .

見 か け 上健側 と 2 cm の 肱il長 差 が存在 し て い た

が， 倣行は痛 み に よ る 逃避性 の披行で あ っ た 圧

痛 を 左腫部内側 と 左足 底 に 認 め た が， 阿 部 に 腫脹，

局所熱感， 発赤 は な く ， 腫癌 も 触知 で き な か っ た .

左足関節 に軽度の底屈制限があ っ た が， 筋力 ・ 感

覚 ・ 反射 は 全 て 正常で あ っ た . 大腿周 径 に 左右差

図 1. 初診時両下腿 X 線像
2 cm の 瓜[1長差 を 呈 し て お り ，
慰側は骨萎縮が認め ら れ る .

は な か っ た が， 下腿周 径 は 健側 と 2 . 5 c m の 差 が

あ っ た lÜlY1:主 ・ 生化学検査 に も 異常所見 は な か っ た

単純 X 線像上左下腿骨 は 計測上 2 cm 長 く ， 骨

萎縮 を 呈 し て い た ( 図 1 ) 骨膜反応 お よ び髄内病
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a l b  図 2. 術前足 部 MRI 像
a 前足部 斜前額断 T2 強調画像 (TR 4100 ms ; 

TE 100 ms) 

b : ;後足音jl横断面 T2 強調画像
ど ち ら も 同 じ 信号強度 を 呈 し て い た .

変 は 認 め ら れ な か っ た . MRI に て 圧痛 に 一致 し た

部 位 に T l 強調像 に て 低信号， T2 強調像で高信

号 を 呈 す る 腫虜性病変が 2 個描 出 さ れた ( 図 2) . 

鑑別診断 と し て ， 血管腫， グ ロ ー ム ス 腫蕩， 神

経鞘腫， 神経線維腫 お よ び、血管周皮腫が挙がっ た

が， 経過か ら 悪性疾患の 可能性 は 低 い と 考 え ， 摘

出 生検 を 行会 っ た . 2 か所 と も 暗紫色の柔 ら か い 腫

癌で肉眼上は海綿状血管腫様 で あ っ た . 足底部の

腫癌 は 足底ネ11]経 を 取 り 囲 む よ う に 存在 し て い た .

病理所見 と し て は 単 調 な 円形の単核細胞の増生

が認め ら れ， 胞 体 は 好酸性 を 呈 し て い た ( 図 3) . 

核 も 均一小 円 形で核小体が明瞭で も り ， 異常核分

裂像 ・ 壊死 は 見 ら れな か っ た . こ れ ら の腫蕩細胞

が不規則 に 拡張 し た血管腔の 周 囲性 に 充実性かっ

上皮様配列 を 示 し て い た . 免疫染色 で は 平滑筋 ア

ク チ ン が陽性で あ っ た が， CD34 は 血管 内 皮細胞

に の み， S100 は 神経成分 に の み陽性で， )j重蕩細胞

に は 陰性 で あ っ た MIC2 も 陰性 で MIB-1 index 

は 1 . 5 % で あ っ た . 以 上 よ り 足底 部 に 多発 し た グ

ロ ー ム ス )J重傷 (glomangiomatosis) と 診断 し た .

術後痛みは消失 し ， 荷重歩行可能 と な っ た. 神経脱

落徴候 も 発生 し なかっ た . 1 年広岩品の時点で再発は無

い も のの， )J却l長差 と X 線上の骨萎縮に変化 は な い.

図 3
HE 染色， x 100 

考 察

今回多発性の グ ロ ー ム ス 腫虜 (glomangiomato­

sis) に 同側 の 下 腿骨過形成 を 合併 し た 症例 を 経験

し た . 多発例 は爪下以外の 身体各所 に 発生 し ， 比

較的若年者 に も 発生 す る . 一部 に 遺伝性があ る も

の の 1) ぺ 今回の症例 は 家族歴 ・ 遺伝性の な い 多発

性 グ ロ ー ム ス 腫壌 で あ っ た .

グ ロ ー ム ス 腫鹿 の 鑑別 と し て ， 血管腫， 神経鞘

腿， :(11暗線維)J重， 血管周 皮腫 な ど が挙 げ ら れ る .

グ ロ ー ム ス 腫療 の MRI で の 特徴 的 な 所見 は な い

が， 腫壌の サ イ ズ に 比 し て 痛 み が強 い こ と か ら ，

MRI で の 腫擦 の 存在 と 臨床症状か ら 診断 は そ れ

ほ ど 困難で は な い .

グ ロ ー ム ス 腫壌 の 特徴 と し て 前述の 「 強 い 自 発

痛」 が挙 げ ら れ る が， 痛 み発 生 の メ カ ニ ズ ム は 解

明 さ れて い な し ，9) ま た そ の ほ か に 随伴症状 と し

て 感覚障害， 筋萎縮 躍患部位 の 骨 粗震が記載 さ

れて い る . 稀 な が ら ホ ル ネ ル徴候 と い っ た 自 律神

経障害の 合例: も 報告 さ れて い る . 擢患部位の骨組

惑 は廃用性萎縮 に よ る も の と 思 わ れ る が， そ れ以

外の随伴症状 に 関 す る 原因 は や は り 不 明 で、 あ る .

下腿 に 発生 し た グ ロ ー ム ス 腫虜 に ， 擢恵、側 の 下
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肢過成長 を 伴 っ た 症 例 が圏 内 で 4 {ftl2).5) .6) 8) ， 海外

で l 例3)報 告 さ れて い る . 過成長 の 原 因 と し て ，

以前 よ り 擢患肢の過形成 を 合併 す る 動静脈痩 お よ

び 多発血管腫が報告 さ れて い る こ と か ら 川) ， 動静

脈吻合に よ る 骨発育の 助長が提唱 さ れて い る . し

か し な が ら 臨床上， グ、 ロ ー ム ス 腫壊での動静脈吻

合 と 骨発育 の 助 長 の 関連性 を 証明 し た 症例報告や

基礎研究 は な く 推測の域を 出 な い . 今回 の症例で

も 動静脈吻合を 示唆す る 所見 は得 ら れな か っ た .

グ ロ ー ム ス 腫壌 の 治療法 と し て は ， 速やか な 外

科治療が推奨 さ れ て い る 9) 悪性 グ ロ ー ム ス 腫療

は 稀で あ る が， 多 発性 グ ロ ー ム ス 腫蕩 は再発例 の

報告 も 多 く ， 長 期 の経過観察が必要 で あ る .

ま と め

多 発性 グ ロ ー ム ス 腫蕩 に 催患肢の下腿骨過成長

を 合併 し た 1 1 歳 女児 を 経験 し た 診断 に は MRI

が有用 で あ っ た . 同様の症例が本邦で 4 {ftl ， 海外

で l 例報告 さ れて い る が， 成 因 に 関 し て は 不明で

あ る .
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Tsutomu Akahane， M. D.， et al. 
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W巴 r巴port a rare case of multiple glomus tumors in th巴 left foot of an 1 1-year-old girl， that was 
accompanied by limb overgrowth. Magn巴tic resonance imaging revealed not only the lesions in the 
left foot showing two soft tissue tumors but also the left tibia and fibula showing hyperplasia and 
bone atrophy. Histology confirmed glomangiomatosis. This is only the sixth r巴port worldwide of a 
glomus tumor accompanied by limb ov巴rgrowth.


