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主訴：左側口蓋部の腫脹．
既往歴：橋本病．
家族歴：特記すべき事項なし．
現病歴：2013 年 12 月頃より左側口蓋部の腫脹に気づ

くも放置．その後，増大傾向のため近歯科受診し，
2014 年 6 月当科紹介受診となった．
現症：
全身所見：身長 160 cm，体重 49 kg，栄養状態良好．
口腔内所見：左側口蓋部に 10×7 mm 大の腫瘤，表

面平滑ピンク色，弾性硬，境界はやや不明瞭（図 1）．
CT 所見：単純 CT では鼻腔底付近までの骨吸収を認

め（図 2-a, b），造影 CT（オムニパーク 300 注シリン
ジ®）では軽度の造影効果を認めた（図 2-c）．

MRI 所見：9×6×8 mm の境界明瞭な腫瘤で，T1 強
調画像で低信号（図 3-a），T2 強調画像で中等度（図
3-b），T2 脂肪抑制で高信号（図 3-c），造影（オムニス
キャン静注 32％シリンジ®）では内部やや不均一な造影
効果を認めた（図 3-d）．
臨床診断：左側口蓋腫瘍．
処置および経過：
2014 年 6 月，全身麻酔下にて口蓋腫瘍切除術を施行

した．口蓋腫瘍周囲に約 5 mm の安全域を設けて切開線
を設定した（図 4-a）．電気メスにて骨膜まで切開を行
い，骨膜を剥離して切除を行った（図 4-b）．口蓋骨は

緒　　言

筋上皮腫は筋上皮細胞由来の腫瘍細胞のみからなる唾
液腺腫瘍で，1943 年 Sheldon によって最初に報告され
た1）．以前は多形腺腫の一亜種として見なされていたが，
局所侵襲性の発育を示すことが多く，悪性化率も高いこ
とから，1991 年に WHO の唾液腺腫瘍分類において独
立した疾患として扱われるようになった2）．その発生頻
度は全唾液腺腫瘍中 1～1.5％と低く，比較的まれな疾
患である3～5）．組織学的に細胞形態は，形質細胞様型，
紡錘形細胞型，上皮様細胞型，明細胞型および混合型の
5 つに亜分類される6）．

これまで口蓋に発生した上皮様細胞型筋上皮腫は本邦
では 2 例しか報告されておらず，今回われわれは同部に
発生した上皮様細胞型筋上皮腫のまれな 1 例を経験した
ので，若干の文献的考察を加えて報告する．

症　　例

患者：48 歳，女性．
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要　旨　 筋上皮腫は比較的まれな良性唾液腺腫瘍で，すべての唾液腺腫瘍における発生頻度は 1～1.5％であ
る．好発部位は耳下腺が最も多く，口腔内における口蓋がそれに続く．6 ヶ月前に口蓋の腫脹に気付いた 48 歳
の女性患者が宇都宮記念病院歯科口腔外科外来を受診された．臨床ならびに画像検査後，良性腫瘍の診断の元，
全身麻酔下に腫瘍切除術が施行された．組織学的および免疫組織学的診断は上皮様細胞型筋上皮腫であった．
術後 2 年 4 ヶ月の予後は良好で，現在まで再発の兆候はみられない．1991 年の WHO 改定分類では筋上皮腫
は独立した疾患として記載された．われわれの知る限り，1991 年以降本邦で報告された上皮様細胞型筋上皮
腫はわれわれの報告も含め，わずかに 2 例のみである．今回，文献的考察とともに口蓋に生じた上皮様細胞型
筋上皮腫の 1 例を報告する．
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一部圧迫による吸収を認めたが，剥離は比較的容易で骨
との癒着は無かった．骨を一層削合して洗浄後，創面を

（テルダーミス®）で被覆した．術後 2 年 4 ヶ月経過した
現在再発なく経過良好である．
摘出標本所見：口蓋側の粘膜は平滑で，腫瘍は被膜に

覆われていた（図 5-a, b）．
病理組織学的所見：H-E 染色では，錯角化重層扁平

上皮に被覆された線維性結合組織中に境界明瞭な腫瘍を
認めた（図 6-a）．腫瘍細胞は多角形ないし類円形の多
数の腫瘍性筋上皮細胞が充実性に増殖する像を認めた

（図 6-b）．一部では小型の導管構造を呈する部位や少量
の線維性結合組織の間質に硝子化を思わせる像も認めた

（図 6-c）．

免疫組織学的所見：増殖する紡錘形や形質細胞様を呈
し た 腫 瘍 細 胞 は，a-SMA, Vimentin, Cytokeratin, 
S-100 蛋 白 に 陽 性 を 示 し て お り（図 7-a, b, c, d），
MIB-1 陽性率は 5％であった（図 7-e）．
病理組織学的診断：左側口蓋上皮様細胞型筋上皮腫

考　　察

筋上皮腫は，筋上皮細胞由来の腫瘍細胞のみからなる
比較的単構造の腫瘍として 1943 年に Sheldon が報告し
たのが最初である1）．以前は多形腺腫の亜型とみなされ
ていたが，局所浸潤性の発育を示すことや悪性化率も高
いため7）， 1991 年2），2005 年5）の WHO の唾液腺腫瘍の
分類では，多形腺腫とは異なる独立した疾患とされてい

図 1　初診時口腔内所見
左側口蓋部に 10×7 mm 大の腫瘤を認める．
表面平滑ピンク色，弾性硬，境界はやや不明瞭．

図 2
a. CT 所見 単純 CT（硬組織モード）
b. CT 所見 単純 CT（軟組織モード）
c. CT 所見 造影 CT
単純 CT では鼻腔底付近までの骨吸収を認め，造影 CT では軽度の造影効果を認めた．

a b c
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a b

c d
図 3

a. MRI 所見 T1 強調画像
b. MRI 所見 T2 強調画像
c. MRI 所見 T2 脂肪抑制
d. MRI 所見 造影
9×6×8 mm の境界明瞭な腫瘤で，T1 強調画像で低信号，T2 強調画像で中等度，T2 脂
肪抑制で高信号，造影では内部やや不均一な造影効果を認めた．

a b
図 4

a. 術中所見 切除前
b. 術中所見 切除後
口蓋腫瘍周囲に約 5 mm の安全域を設けて切開線を設定．
口蓋骨は一部圧迫による吸収を認めたが，剥離は比較的容易で骨との癒着は無かった．
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図 5
a. 摘出標本所見 口蓋側
b. 摘出標本所見 鼻腔側
口蓋側の粘膜は平滑で，腫瘍は被膜に覆われていた．

a b

図 6
a. 病理組織学的所見 H-E 染色（×20）
b. 病理組織学的所見 H-E 染色（×200）
c. 病理組織学的所見 H-E 染色（×100）
錯角化重層扁平上皮に被覆された線維性結合組織中に境界明
瞭な腫瘍を認めた．腫瘍細胞は多角形ないし類円形の多数の
腫瘍性筋上皮細胞が充実性に増殖する像を認めた．
一部では小型の導管構造を呈する部位や少量の線維性結合組
織の間質に硝子化を思わせる像も認めた．

a b
c
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る．その発生頻度は全唾液腺腫瘍中 1～1.5％と低く，
比較的まれな疾患である3～5）．Rastogi らによるとさら
にその発生頻度は低く， 1％以下であると報告してい
る8）．諸家の報告からは明らかな性差は認められず，発
生年齢については 8 歳から 85 歳まで報告されており，
平均年齢は 40 歳，ピークは 20 歳代と報告されてい
る9,10）．本症例は 48 歳で平均好発年齢に近かった．頭

頸部領域における本疾患の発生部位は，耳下腺が 40％
と最も多く，次いで顎下腺，小唾液腺で，硬口蓋と軟口
蓋は 21％の発生頻度であると Ferri, Piattelli らは報告
している3,11）．組織学的には筋上皮腫はその構成成分の
ほとんどを筋上皮系細胞が占める腫瘍で2,12），腺上皮様
細胞成分はみられないか，みられてもごくわずかであ
る．また，間葉系構造への移行はみられないとされてお

a b
c d
e

図 7
a. 免疫組織学的所見 a-SMA（×200）
b. 免疫組織学的所見 Vimentin（×200）
c. 免疫組織学的所見 Cytokeratin（×200）
d. 免疫組織学的所見 S-100 蛋白（×200）
e. 免疫組織学的所見 MIB-1（×200）
増殖する紡錘形や形質細胞様を呈した腫瘍細胞は，a-SMA, 
Vimentin,Cytokeratin，S-100 蛋白に陽性を示しており（図
7-a, b, c, d），MIB-1 陽性率は 5％であった（図 7-e）．
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り，この点が多形腺腫との鑑別において重要である13）．
細胞形態は，形質細胞様型，紡錘形細胞型，上皮様細胞
型，明細胞型および混合型の 5 つに亜分類される6）．本
症例では増殖している細胞は，部分的に紡錘形や形質細
胞様を示していたが，大部分は円形の核と好酸性の胞体
を有する多角形の細胞であることから，上皮様細胞が主
体をなすと考え，組織型は上皮様細胞型であると診断し
た．WHO で本疾患が確立された 1991 年以降でわれわ
れが渉猟し得た口蓋筋上皮腫の本邦報告例は，自験例を
含め 17 例で14～28），組織型は形質細胞様型が 7 例と一番
多く，次いで混合型 4 例，上皮様細胞型 2 例，紡錘形細
胞型 1 例，その他不明であった．上皮様細胞型はこれま
で 2 例しか報告されておらず，自験例は非常にまれな症
例であると考えられた．

免疫組織化学的検査において，本腫瘍は多くの症例で
S-100 蛋白，Vimenntin, Cytokeratin，SMA，GFAP に
陽性を示すといわれており，確定診断の一助とな
る2,29～32）．自験例では S-100 蛋白，Vimentin に陽性，
又，筋上皮マーカーである Cytokeratin 陽性，平滑筋マ
ーカーである a-SMA 陽性，悪性腫瘍の鑑別のための
MIB-1 陽性率は 5％であったことより，われわれは筋
上皮腫と診断した．

本腫瘍の治療法については多形腺腫と同様に外科的切
除を基本とし14,33），本症例では 5 mm の安全域を設定し
て切除した．しかし本腫瘍では浸潤傾向が強く悪性化の
報告もみられる2）ことから，浸潤性増殖，被膜の消失，
明らかな細胞異型が認められる場合は，悪性腫瘍に準じ
て拡大手術が適応となる15）．今後も長期にわたる注意
深い経過観察が必要であると考えられた．

結　　語

今回，われわれは口蓋に発生した上皮様細胞型筋上皮
腫のまれな 1 例を経験したので報告した．
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Myoepithelioma is a relatively rare benign salivary 
gland tumor, accounting for 1-1.5％ of all salivary gland 
tumors. The most common sites are the parotid gland, fol-
lowed by the palate in the oral cavity. A 48-years female 
patient was reffered to the OPD of Oral and Maxillofacial 
Surgery of Utsunomiya Memorial Hospital with a swelling 
on the palate that had been present for 6 months. After 
clinical and radiological examinations the tumor was diag-
nosed as benign tumor and removed surgically under gen-
eral anesthesia. The histopathological and immunohisto-
chemical diagnosis was epitheloid cell type myoepithelioma. 
The follow-up of 2 years and 4 months after tumor resec-

tion indicated a good prognosis with no signs of recur-
rence to date. In the world Health Organization revised 
classification of 1991 myoepithelioma was listed as an inde-
pendent entity. To our knowledge, only two cases of epi-
theloid cell type myoepithelioma of the palate, including 
our case have been reported in the Japanese literature 
since 1991. Herein, a case of epitheloid cell type of myoepi-
thelioma of the palate is presented with review of the lit-
erature.
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