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Summary

　　Aユ2－year－01d　boy　was　referred　to　the　Department　of　Pedodontics，　Ma亡sumo亡o　Dental

College，　for　the　treatment　of　painless　swelling　at　the　right　mandibular　region．　Radio・

graphic　examination　revealed　that　this　area　had　a　well　demarcated　radiolucent　lesion’　of

about　a　small　hen－egg　in　size，　containing　several　small　radiopaque　spots．　Histopathologic

findings　from　resected　specimens　showed　that　the　cyst　had　a　epithelial　lining　of　various

thickness　consisting　of　cuboidal　basal　cells，　ghost　cells　and　calcified　tissues．　So　that　this　is

diagnosed　as　calcifying　odontogenic　cyst，　which　may　be　the　27th　case　reported　in　Japan．

　Calcifying　odontogenic　cystは，1962年

Gorlinらによって命名された稀な歯原性嚢胞で

ある．この嚢胞は内壁が1種の角質変性を起こし

たghost　cellを含む歯原性上皮によって裏装さ

れ，さらにその付近に石灰化物が沈着するのを特

　本論文の要旨は第5回松本歯科大学学会総会（昭和52年

11月19日）および第16回春季日本小児歯科学会大会（昭和

53年5月20日）において発表された．（1978年4月5日受
理）

徴としている。また歯牙腫を伴うことが多いこと

も注目されている．

　今回著者らは，12歳男性の右下顎骨体部に発生

した症例を経験したので，その概要を報告する．

　　　　　　　　　　　　　　　　　　／／

　　　　　　　　症　　　　例

患者：宮○義○，12歳，男性．

初診：昭和52年3月29日．

主訴：右下顎部の腫脹．
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　家族歴・既往歴：ともに特記すべき事項はな
し・．

　現病歴：昭和51年春頃より、右ド顎部の腫脹に

気付いていたが無痛性のため放置していた。昭和

52年1月頃、学校で級友と衝突し右下顎部を打

撲，腫脹・侭痛があるため，近くの外科医院にて

湿布などの処置を受けて痔痛は消退した．しかし

腫脹は漸次増大してきたため，再び受診したとこ

ろ歯科疾患を疑われ，某歯科に転医した．そこで

歯肉切開をうけ多量の漿液性の内容液が排出した

とのことである．その後本学小児歯科外来に紹介

来院した．

　現症：体格は中等度で全身的には特に異常所見

はない．右下顎第1小臼歯を中心とした下顎骨体

部に著しい腫脹があり，一部に羊皮紙様感が認め

られた．司部頬側歯肉の切開創の周辺を除いては，

被覆粘膜および皮膚に異常はなく，自発痛や圧痛

も認められなかった．圧迫したところ切開創から

褐色透明な内容液が流出した．

　X線所見：司部にわたり境界明瞭な小鶏

卵大の透過像が認められた．隣接歯の歯根は強く

圧迫され，可は遠心に，ス1は近心に強く傾斜して

いたが，吸収は明らかでなかった．さらに注意し

てみると，X線透過部内に不明瞭ではあるが石灰

化物を思わぜるX線不透過性の小斑点が散在して

いた．しかしこれは最初確認することができな

かった（図1）．

・1 己溝

図1：X線写真百］部に小鶏卵
　　大の透過像がある．
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　臨床診断：ameloblastoma？

　処置および経過：昭和52年3月31日，気管内

挿管にょるGOF（笑気一酸素一7ローセン）全身

麻酔下に可を抜歯し，＝］部歯肉に直径約3

cmの開窓を行なった．嚢胞壁は約6～8mmと厚

く，褐色透明な内容液を多量に排出した．開窓手

術後TC軟膏ガーゼをタンポンとし，適宜交換し

ながら観察を続けたところ，内容液の流出と周囲

の顎骨の骨新生とにより嚢胞内腔は約3か月でほ

とんど消失した．X線所見でも，透過像は母指頭

大にまで縮小した．そこで昭和52年7月20日，

気管内挿管によるGOF全身麻酔下に＝］部

歯肉に切開を加え，腫瘤を一塊として剥離摘出し

た．摘出腫瘤の一部にメラニン様の色素沈着が認

められた．なお，この時点でprimordial　cystと

臨床的に診断した．術後4か月経った現在，手術

創は正常な粘膜で完全に被覆され，欠損部も周囲

骨の骨新生により，漸次浅くなりつつあり，再発

の徴候は全く認められない．

　病理組織所見：摘出物は10％ホルマリン固定

の後，パラフィン切片を作製し，H－E染色を施し

た．なお，蛋白質の一SH基のためのBernnett・

SeligmanのDDD染色，　alcian　blue染色，　PAS

染色，きらにメラニン色素確認のためBodian氏

法のDublin氏変法およびBerlin　blue染色を施

して組織化学的にも検索した．

　嚢胞は開窓手術のためかなり破壊されていた

が，その壁は線維性の結合組織からなり，嚢胞壁

内面には，般子形ないし円柱状の基底細胞と星形

細胞からなる上皮が裏装していることが認められ

た、このヒ皮内には大形で好酸性の原形質をもち，

核のないghost　cellが散在していた（図2）．－SH

基のためのDDD染色標本では，赤血球以外の組

織はほとんど反応しないが，チオグリコール酸で

前処理をすると，ghost　cellに強い反応が現われ

た（図3）．これは，－S－S一基が還元されて一SH

基に変わるためで，－S－S一基すなわちシスチン

を含み角化（ケラチン化）を示すものである．ま

た酸性ムコ多糖類のためのalcian　blue染色およ

び中性多糖類のためのPAS染色を施した標本で

は，ghost　cellは弱陽性に反応した（図5）．

　前述の如く開窓手術を受けた嚢胞は破壊されて

はいたが，また歯原性上皮が増殖し小さい胞巣を

作っているところも観察された（図4～7）．注目
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図2：裏装上皮の基底細胞は般子形ないし円柱状（上部）で，それに隣接して星形細胞やghost　cel】が

　　　ある．写真上部の空隙は嚢胞腔ではなく結合織が剥離してできたもの．　（×！25）

図3：チオグリコール酸で前処置してDDD染色をするとghost　cellは強く反応する．　（×125）

図4：・」・さい胞巣の内部el　ghost　cellが出現し，結合織に骨様組織（o）の形成がある．　（×正25）

図5：図4とほぼ同じ部位のalcian　blue染色標本．ghost　cellの石灰化部（矢印）は強陽性，骨様組織

　　　（o）は弱陽性に染色される．　（×125）

図6：ghost　cel1をもつものとそれをもたない胞巣，さらに結合織中のメラニン色素を示す．（×125）

図7：図6とほぼ同じ部位のBeriin　blue染色標本・メラニン色素は青変していない．　（×125）
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すべきことは小さい胞巣では嚢胞はほとんど形成

されていないがghost　cellは多数出現しているこ

とで（図4，5），さらに小さいものではghos亡cell

さえも全く認められず，ameloblastomaの如き形

態を示していたことである．（図6，7）．

　石灰化物にはghost　cellに関連して現われる微

小なものと周囲結合織に形成される骨様組織とが

ある（図4，5）．これらのalcian　blueおよびPAS

反応では，前者が強く反応するのに対し（図5，

矢印），後者は弱く反応した（図5，0）．本嚢胞

に歯牙腫を伴うことが多いが，本例では認められ

なかった．

　嚢胞壁結合織の一部に褐色のメラニン様色素頼

粒が沈着していた（図6）．これを確認するため

Bodian氏法のDublin氏変法を施してみるとそ

れは黒褐色に反応したのでメラニン色素であるこ

とが証明された．しかもこれらの色素は　Berlin

blue染色により青色に変色しなかったのでヘモ

ジデリンとはあきらかに識別できた（図7）．一方，

わずかではあるが，Berlin　blue染色に反応する色

素も認められた．

　病理組織診断：calcifying　odontogenic　cyst

考 察

　先に筆者の1人枝は　calcifying　odontogenic

cystの総説を行ない，1976年までに本邦において

発表された19例についてその臨床的所見をまと

めたが（枝，1976）7），それにならってその後に

調査できたものおよび，その後現在までに発表に

なった症例を追加してものが表1である．本症例

は27例目であることがわかる．さらにこれらを分

析してみると患者の年齢は9才から67才にわた

るが平均23．4才となり比較的若年層に多いとい

える．性別では男性13，女性12でほぼ同数であ

る．発生部位は上顎15，下顎12でわずかに上顎に

多い．冒頭にて歯牙腫を伴っていることが多いこ

とを述べたが，それを伴うもの11，tt伴わないもめ

16で，本症例では伴っていなかった．

　本疾患が単なる嚢胞ではなく，腫瘍的性格を

持っていることは先報において指摘した通りであ

る（枝，1976）7）．ちなみに　Fejerskov　and

Krogh（1972）14）は本疾患はかならずしも嚢胞を作

るとは限らないことやエナメル上皮腫のように嚢

胞を形成する傾向の強い歯原性腫瘍があることを
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例にあげて腫瘍に入れるべきであると述べてい

る．以上のことを念頭において今回の症例を観察

してみると，開窓手術という侵襲によってできた

と考えられる小さい胞巣では充実性でエナメル上

皮腫類似の組織像を呈しており（図6，7），さら

にやや大きな胞巣でもghost　cellの出現はあるも

ののいまだあきらかな嚢胞を形成していないもの

がある（図2，4，5）ことなどから，やはり腫

瘍的性格を示していると考えることができる．

　次に本症例においてみられたメラニン色素につ

いて考えてみたい．calcifying　odontogenic　cyst

にメラニン色素の沈着をみたものとして，外国で

はGorlin，　et　al．（1962）17），　Abrams　and　How・

ell（1968）1），Chandi　and　Simon（1970）5），な

どがあり，本邦においても青葉他（1973）3）の報

告がある．これらは上皮成分（ghost　cellを含む）

にみられたものがほとんどであるが，青葉他

（1973）3｝は，上皮および結合織の双方にメラニ

ン色素を認めている．ひるがえって本症例をみる

と，結合織にのみメラニンの沈着が観察されたの

は興味深い．ちなみに歯原性腫瘍でメラニン色素

の出現をみるものではいわゆる　ameloblastic

odontomaがあり，外国で2例（Lurie，196131）；

Duckworth　and　Seward，19656）），本邦でも2例

（末永他，197613｝；Eda，　et　al．197710））が報告さ

れている．しかしいわゆる　melano－amelobla・

stomaないしmelanotic　ameloblastomaと呼ぽ

れるものは，最近では歯原性ではなく神経外胚葉

性の腫瘍であるといわれるようになり，その病名

もmelanotic　neuroectodemal　tumor　of　in－

fancy（小児黒色性神経外胚葉腫）を用いることが

多くなっているので区別して考えなければならな

い．

　最後にodontomaを併発することが多いとい

うことにふれる．それは先に指摘した如く（枝，

1976）7），calcifying　odontogenic　cystの裏装上

皮と嚢胞壁結合織がたがいに誘導しあって分化

し，歯牙硬組織を形成する能力を持うようになる

と考えることができる．したがって，高度に分化

したものでは嚢胞壁にodontomaが顕著に形成

され，いわゆるcystic　odontomaの如き像を呈す

るようになる．事実，筆者枝らの症例（Eda，　et　al．

1971）9）も最初cystic　odontomaとして学会で発

表されているし（表1参照），またDuckworth　and
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表1．Calcifying　odontogenic　cyst　reported　in　Japan

著　　　者 年 年齢 性 部　　位 埋伏歯 歯牙腫 同じ症例の学会発表など

1．枝　　　他
　　12P967 19 ♀ 匿二⊥部 一 一

　　　　　2印
ﾍ内他（1966）　　　　　8）

枝　他（1967）　　　　　　　　2印

Komiya，　et　al．（1969）

2．中城・堀部
　謁1970

19 ♀ 巨二旦部 匿 一

3．Eda，　et　aL
　9｝1971

14 ♂ 巨部 巨 十
　　　　　2》
｡泉他（1970）この報告では

cystic　odontomaとなって
いる。

4．中島・北村（会）
　391971

？ ？ 　　1R－11部 ？

一

5．常　葉　他（会） 　⑮P971 19 ♂ 劃部 旦 『

6．松　本　他 　32P971 31 ♀ 』二旦部 4
一

7．佐藤　他（会） 　40P971 25 ♂ 巨部 十
一

8．泉　　　他（会）
　2⑳1972

37 ♀ 巨部 　 十

9．青　葉　他
　　3）1973

21 ♀ 32廊 一 『

10．新　国　他（会）
　3カ1973

57 ♂ LL二旦部 一 一
　　　　　49
c中他（1975）1年足らずで
再発。

11．猪苗代　他（会）
　2Dl973

13 ♂ F7部 十 十

12．Eda，　et　a1． 　　1DP974 24 ♀ LL二⊥部 1旦 十
　　　　　2η　　　　　　　1壕
ｬ池他（1972），枝他（1972）

13．Eda，　et　a1．
　101974

9 ♀ 旦」部 過剰歯 十 オリジナルでは♂となって
いるが，♀の誤りである。

14．長谷川　他 　1旬P974 12 ♂ 目一5部 』 十

15、滝　川　他（会） 　44P974 17 ♂ h－4部 ｜3
十

一
16．中　島　他（会） 19743印 24 ♀ 13－4部 一 一

17．王　　　他（会） 　38P975 ？ ？

LZ部 一 十

18．茂　木　他（会） 　鋤P975 13 ♂ 旦部 ヨ 十

19．大　里　他（会） 　4ΦP975 12 ♂ 下顎前歯部 一 一

20．加　藤　他（会） 　鋤P975 48 ♂ 7司部 一 一
21．近　江　他（会） 　39）P976 11 ♀

厄部 十 一

22．有　未　他（会） 　4）P976 12 ♂ 匡一下顎枝部 巨 十

23．近　藤　他（会） 　　2助P976 67 ♂ 上顎前歯部一
ｯ左側臼歯部

？ 十

24．若　江　他（会） 　切P977 51 ♀ 「i＝「7部
一 一

25．喜　多　他（会）
　　2θP977 16 ♀ 百一上行枝 ？

一

26．池　村　他（会）
　　19｝
P977 48 ♀ 左上顎臼歯部 一 一 　　　　A燻薰ﾆ併存

2田

27．枝　　　他 1978※ 12 ♂ 5－21部 一 一
川上他（1977）

註：論文を中［♪にし，同じ症例がその前後に学会で報告されている場合には末尾に明記した．また学会

　　　　　　　　　　　　　’　　報告のみの場合には（会）を併記した．　※本論文
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Seward（1965）6）の　“melanotic　ameloblastic

odontoma”やForest　and　Mercier（1967）15）の

“compound　composite　odontome　associated

with　keratinizing　masses”も，calcifying　odont・

ogenic　cystのodontomaがさらに大きくなった

ものと考えることができる．最近発表された黒柳

他（1977）30）の“cystid「ameloblastic　odontoma”

の症例も，その内容を検討すると，嚢胞壁の裏装

上皮にghost　cellが出現しているので，　amelo－

blastic　odontomaにcystが形成されたと考える

よりも，calcifying　odontogenic　cystにodon’

tomaが顕著に出現したと考えた方が理解しやす

い．なぜならameloblastomaにghost　cellが出

現することは知られていないからである。

要 約

　1．12才男子の右側下顎小臼歯部に発生した

calcifying　odontogenic　cystの1症例を経験し

た．

　2．開窓手術を行ない経過観察後に摘出を行

なったため，典型的な嚢胞ではなかったが，その

侵襲によると思われる小さい胞巣形成が認めら

れ，本嚢胞が腫瘍的性格を持っていることが示唆

された．

　3．本邦におけるcalcifying　odontogenic　cyst

の報告を通覧したところ，本症例が第27例目であ

ることが確認された．
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