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Summary

　　The　clinical　findings，　histologic　features，　histochemical　natures　and　electron－microscopic

structures　of　calcifying　odontogenic　cyst　were　introduced　in　this　paper．　The　review　of　19

cases　of　this　cyst　reported　in　Japan　derived　that　the　average　age　was　23．5　years　ranging

from　9　to　57　years，10　patients　were　male　and　7　were　female，　the　maxilla　in　12　cases　and

the　mandible　in　7　cases，　and　frequently　accompanied　by　an　impacted　tooth　which　was

chiefly　canine　and　by　odontoma．

Calcifying　odontogenic　cystと‘ま，

　　　本邦初例を発見するまで

　Calcifying　odontogenic　cystすなわち石灰化性

歯系嚢胞あるいは石灰化歯原性嚢胞という疾患名

は，まだそれほどなじみの深いものではないと思

う．それは1962年にGorlin，　Pindborgおよび

Clauseni7｝によって．命名された新しい病名だか

らで，それまでは，本嚢胞はameloblastoma（エ

ナメル上皮腫）またはodontoma（歯牙腫）の変

形，あるいはcalcifying　epithelioma　of　Malherbe

　本稿は，第3回松本歯科大学研究会（昭和49年7月

12日）の特別講演を，その後の知見を追加して，総説

としてまとめたものである．

（1976年4月10日受理）

（石灰化性上皮腫，皮膚に発生する）に似たもの

とされ，適切な病名がなかったのである．それで

はどんな嚢胞かというと，詳細は後述するが，嚢

胞内壁を裏装する上皮内に一種の角質変性を起し

た“幽霊細胞”（ghost　cell）が現われ，その付近に

石灰化物が沈着するのが特徴とされている．一方，

これよりすこし前の1958年にPindborgはcal－

cifying　epithelial　odontogenic　tumor（石灰化性

歯系上皮腫，石灰化歯原性上皮腫）という疾患名

を発表している．これは，病名からもうかがわれ

るようにcalcifying　odontogenic　cystとよく似

ているが，嚢胞を作らず充実性で，しかも増殖を

続けるあきらかな腫瘍であることで区別される．

　Gorlinらの発表の翌1963年にGoldis）は本嚢胞

と伺じものに対し　keratinizing　and　calcifying
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odontogenic　cystという長い病名を付けて報告し

た．その後，本嚢胞について，Sycamor（1964）44）と

Smith　and　Blankenship（1965）43）が発表している．

わが国における発見は筆者らが最初で，1966年

（昭和41年）のことであった．その当時の模様は

次の通りである．東京歯科大学病院口腔外科にお

いて、無歯性濾胞性嚢胞という臨床診断のもとに

摘出された材料が，病理学教室に組織診断のため

まわって来た．そこで組織切片を作って鏡検した

ところ嚢胞壁を裏装する上皮が，濾胞性歯牙嚢胞

のそれとは全く異っていることが認められた．し

かしその時，内外の口腔病理学の成書を調べても，

それらしい記載は発見できなかった．筆者は山村

武夫助教授（現，同大学病理学教室第2講座主任

教授）からこの研究を命ぜられて，まず臨床報告

の多い雑誌Oral　Surgery，　Oral　Medicine　and

Oral　Pathology（いわゆるThree　Oral）を調べる

ことにした．そして前記Gorlinらの論文を見つけ

たのであるがそのときは驚喜であった．さっそく

口腔外科学教室の小宮善昭講師らとともに英文で

報告を作り，Three　Ora1に投稿した．その後，日

本語でも記録しておく必要を認め，筆者は，渡米

直前で多忙であったが組織化学的所見を中心にま

とめた．この日本語の方は，渡米後すぐに発刊さ

れたが（歯科学報，67巻8号，1967）1°），Three　Oral

の方は1年以上遅れて発表になった（Oral　Surg．

27（1），1969）24）．その後になって本邦でもポツポツ

報告がみられるようになり，現在では計19例を算

えることができる．これらについては次項におい

て説明する．

Calcifying　odontogenic　cystの臨床的所見

　本邦の本嚢胞19例中，筆者らの経験したものは

先の初例を含めて4例である．これらの臨床的所

見を説明すれば，本嚢胞の概略が理解できると思

う．だから，19例の全ての臨床的所見については，

表示するにとどめたい．なお，筆者らの4例はい

ずれも印刷公表されているので，詳細はそれらを

参照していただければ幸である．8～1°）

第1例：19歳の女性．左側上顎犬歯から第1小臼

歯にかけての歯槽部の無痛性腫脹が主訴である．

この腫脹は約2カ月前に自覚したもので，第1小

臼歯は7年前に歯再蝕症の治療を受け金属冠を装着

されたが，以後異常はない．口腔内所見としては，

［iil一部口蓋側に栂指頭大の限局性腫脹があり，そ

れは唇側にもわずかにおよんでいた．腫脹部の粘

膜の色は正常で圧痛もなかった．X線診査の結果，

百「と「4の根端間に栂指頭大のX線透過像を認め

たが，埋伏歯は存在しなかった（図1）．臨床診断

はffの歯根嚢胞またはエナメル上皮腫であった．

第2例：14歳の男子，主訴は下顎左側犬歯部唇側

歯肉の無痛性腫脹で，約1カ月前に出現したもの

である．顔貌は下顎左側のおとがい部に禰蔓性の

腫脹が認められたが，皮膚の色は正常であった．お

とがい下リンパ節と顎下リンパ節にはわずかに無

痛性の腫脹があった．口腔内は下顎左側側切歯か

ら第2小臼歯までの頬側歯肉が軽度に腫脹してい

た．試験的穿刺により少量の黄褐色透明な液体が

吸引された．なお側切歯，残存乳犬歯，第1，第

2小臼歯に踊蝕などの病変は全くみられなかっ

た．X線写真により，下顎左側．a）側切歯から第2

小臼歯にかけての歯根部に雀卵大の透過像が観察

されそれに接して犬歯が埋伏しているので，一見，

側方性含歯性嚢胞のようにみえた．しかしよくみ

るとその中にX線不透過性の物質が多数含まれて

いた（図2）．したがって臨床診断は含歯性嚢胞と

歯牙腫である．

第3例：24歳女性，主訴は上顎左側犬歯部唇側歯

肉の腫脹と疾痛である．患者は5年前に左側鼻腔

の狭窄を自覚している．口腔内所見として、上顎

左側中切歯から第1小臼歯にわたる唇側および口

蓋側の歯肉が禰蔓性に腫脹しており，この部の発

赤と圧痛が認められた．X線写真を撮影したとこ

ろ，埋伏犬歯の歯冠部にクルミ大の透過巣が発見

されたので臨床的に含歯性嚢胞と診断された．

第4例；9歳女子（先の報告では男となっている

が（Eda，　et　al．1974）9），間違いなのでここに謹ん

で訂正しておきたい）．主訴は上顎右側犬歯部の唇

側歯肉から頬粘膜にかけての無痛性腫脹である．

これは2カ月前から出現したが，そのため顔貌は

右側頬部が隆起し，非対称であった．顎下リンパ

節が軽度に腫脹していたが圧痛は感じなかった．

口腔内は上顎右側犬歯から第1大臼歯にかけて頬

側歯肉に発赤と腫脹が認められ，その部に圧痛が

あり波動を触れた．X線像では同部に乳臼歯に似

た過剰歯の埋伏があり，それに接して雀卵大の透

過巣が観察された．さらにその部には不透過性の

砂状物が散在していた．臨床診断は，これも含歯
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性嚢胞であった．

　以上4例の臨床所見で共通のものはt『顎骨の膨

隆がおこりそのため歯肉が腫脹することで，これ

は無痛性のことが多いが（3例），疾痛を伴うこと

もある（1例）．X線写真により吸収像が認められ，

そこに不透過性の石灰化物が存在するのも特徴で

ある．次にこれら4例を含めた本邦の報告全19例

について，それらの臨床的所見をまとめて表示す

ることにする（表1）．この表には1976年4月現在

の報告（学会発表を含む）を全て集録してあり，

また同一症例を2度以上発表したもの（別の学会

あるいは学会発表後に論文にまとめたものなど）

も全て網羅した．そしてその場合には末尾欄に明

3

記し，重複しないよう配慮した．

　これをみると患者の年齢は9歳から57歳にわ

たっているが，平均すると23．5歳で若年者に多い

といえる．性別は男性10，女性7で差は認めがた

い．発生部位は，上顎12，下顎7でわずかに上顎

に多く，臼歯部にも発生するが前歯部ことに犬歯

部に多発するようである．埋伏歯を伴わないもの

もあるが，それを伴うことが多くその際に犬歯が

圧倒的である．歯牙腫を併発するものが約半数あ

ることは注目すべきことで，これについては組織

像の項で考えてみたい．なお，1例において再発

していることも興味深い（No．10）．

表lCalcifying　odontogenic　cyst　reported　in　Japan

著　者 （年） 年齢 性 部　位 埋状歯 歯牙腫 同じ症例の学会発表など

1．枝　　　他 （1967）1°） 19 ♀ 』部 一 一 河内他（1966）22）

枝　他（1967）7）

Komiya，　et　aL（1969）24）

2、中城・堀部 （1970）3°1 19 ♀ 』部 巳 一

3．Eda，　et　al． （1971）8） 14 ♂ 后部 巨 十
今泉他（1970）18｝この報告ではcy・

唐狽奄メ@odontomaとなっている。

4．中島・北村（会） （1971）28） ？ ？

ヨ部
？

一

5．常葉他（会） （1971）η） 19 ♂ 旦」部 ヨ 一

6・松　本　他 （1971）26， 31 ♀ 』部 巳 一

7．佐藤他（会） （1971）4u 25 ♂ 同部 十 一

8．泉　　他（会） （1972）2°， 37 ♀ 后部 一 十

9．青　葉　他 （1973）4｝ 20 ♂ u至部 一 一

10．新国他（会） （1973）31） 57 ♂ 巨旦部 一 一 田中他（1975）刷1年足らずで再発

11．猪苗代他（会） （1973）19） 13 ♂ 巨7部 十十 十

12．Eda，　et　al． （1974）9） 24 ♀ 』部 匿 十 小池他（1972）23），枝　他（1972）11〕

13．Eda，　et　a1． （1974）9） 9 ♀ 互ヨ部 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．滝川他（会） （1974）45） 17 ♂ 』と部 巳 十

15．中島他（会） （1974）29） 24 ♀ 后部 一 一

16．王　　他（会） （1975）33｝ ？ ？ 巨ヱ部 一 十

17．茂木他（会） （1975）2η 13 ♂ 三u部 劃 十

18．大里他（会） （1975）34｝ 12 ♂
下顎前
封 一 一

19．加藤他（会） （1975）21｝ 48 ♂ 司部 一 一

註：論文になっているものを中心にまとめたもので，同じ症例がその前後に学会で報告されてい

　　る場合はそれを末尾に明記した．また学会報告のみの場合は（会）を併記した．
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図1：埋伏歯を伴わない石灰化性歯系嚢胞のX線写真

図2二埋伏犬歯の歯冠部に現われた石灰化性歯系嚢胞のX線写真

図3：図2の摘出物，歯牙様物がある．

図4：図3のX線写真，嚢胞壁に歯牙様物や不定形石灰化物が認められる．
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図5：図1の摘出嚢胞の組織像（5×）

図6：幽霊細胞上皮，基底細胞（右側）は散子形（400×）

図7：マッソンのトリクローム染色標本幽霊細胞は暗赤色に染まる（ユ00×）

図8：チオグリコール酸前処置したバーネットーセ｜1グマンD．DD．反応，幽霊細胞は強く反応し

　　ている．（100×）
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図9：第3図の嚢胞の組織切片，歯牙様硬組織が存在する（5×）

図10：図9の左側枠内の拡大像，不規則な歯牙様硬組織を示す．

　　　　c：セメント質、d：象牙質，　e：エナメル質，　P：歯髄（40×）

図11：図9の右側枠内の拡大像．c：セメント質，　ct：結合組織、　d：象牙質．　e：エナメル質、

　　　P：歯髄，矢印は歯髄と結合組織の境（38×）
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図12：幽霊細胞の電子顕微鏡像，胞体はトノフィラメントの束より成っている．核膜の残存も認

　　められる．（7，000×）

図13：同上拡大f象　トノフィラメントの束が集って太い集束を作っている．（31．000×）
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病理組織像

　本嚢胞の組織像についてGorlinち（1962）17）は

次の如く記載している．　　　　　，

　嚢胞内壁は重層扁平上皮によリ裏装されてお

り，その基底細胞は般子形ないし円柱形でエナメ

ル上皮に類似している．基底細胞が円柱形のとき

に核は基底膜の反対側に偏在している．基底細胞

層の上には好塩基性細胞が不規則に集っている．

細胞間橋はほとんどあるいは全くみられない．そ

して細胞間に“ghost　epithelial　cell”（幽霊上皮細

胞）が散在しているが，これはエオジン淡染性で

異常角化によるものである．また硝子化している

ようにみえるため，骨，’類骨ないし類象牙質に似

ている．ghost　cell（幽霊細胞）に接して異物巨細

胞がしばしば出現する．ghost　cellの原形質中に

カルシウム塩が沈着してくる．

　これらの病理組織像のなかで最も特徴的なもの

は裏装上皮内に幽霊細胞が現われることで，以下，

筆者らの4例を中心に説明していきたい．裏装上

皮の基底細胞は般子形のことが多く（図6），場所

によっては不明瞭になっているところもある．そ

の上層は多形細胞から成りわずかに星形細胞に分

化する傾向がある（図6）．そして幽霊細胞が出現

する．この細胞は大形で好酸性の原形質をもち，

核の部分は空隙状に丸くぬけている（図6）．つま

り核がないため幽霊細胞と呼ばれるわけである．

石灰化物はこの上皮内，ことに幽霊細胞に関連し

て沈着形成されるが，不定形でエナメル質には全

く類似しない．これに対し嚢胞壁の結合組織内に

出現する石灰化物は類骨，類セメント質ないし類

象牙質に似た組織で，分化が進んだ症例では、上

皮成分はエナメル芽細胞になってエナメル質を作

り，結合組織成分は象牙芽細胞やセメント芽細胞

に分化して象牙質やセメント質を形成するように

なる（図3，4，9～11）．前述の如く，本嚢胞に

歯牙腫を併発することが多いのは，裏装上皮と嚢

胞壁結合組織がたがいに誘導しあい，分化が進ん

で歯牙硬組織を形成する能力をもつようになる傾

向が強いことを示している．

組織化学的性質

　幽霊細胞はMassonのtrichrome染色により

赤紫色に染まるが，他の上皮細胞ならびに結合組

織は青染される（図7）．上皮内の石灰化物は赤色

なのに対し結合組織内の骨様組織は青色であっ

た．van　Gieson染色では，t幽霊細胞は黄色，上皮

内の石灰化物はヘマトキシリンには染まるがピク

リン酸もフクシンもとらず，結合組織の骨様組織

は赤色である．

　蛋白質の一SH基のためのBernnett－Seligman

のD．D．D．・染色では，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

ると幽霊細胞は強く反応するようになる（図8）．

これは一S－S一基がチオグリコール酸で還元され

て一SH基に変るためで，－S－S基が多く含まれて

いることを意昧し，これは角化（ケラチン化）を

示すものである．

　脂質のためのSudan　black　B染色およびOil

red　O染色を施すと，基底側の幽霊細胞は染色さ

れないが，表層になるに従い幽霊細胞の周囲から

反応し始め，細胞全体が染色されるにいたる．こ

の成績はカルシウムのためのvon　KoSsd染色標

本ときわめてよく類似している．すなわち，基底

側の幽霊細胞は反応がないが表層に向うとその周

辺から陽性になり，っいには幽霊細胞全体が反応

するようになるのである．

　　　　　　　電子顕微鏡像

　幽霊細胞を電子顕微鏡で観察すると，胞体のほ

とんどが直径約0．2μのトノフィラメント束で占

められていることが明瞭である（図IZユ3）．この

束は一部でいくつか集って10－－20μの太い束を

作ることがある（図13）．また光学顕微鏡的に空虚

にみえる核の部分はやはりぬけているが，まれに

核膜の残存がみられることがある（図12）．幽霊細

胞内の石灰化を詳細にみてみると，トノフィラメ

ント束の周囲から始まり，次第に全体におよぷよ

うである．なお，幽霊細胞付近の細胞にはケラト

ピアリン穎粒が全く認められないのは不思議なこ

とで，これは，幽霊細胞がトノフィラメントの集束

から成ることとあわせ考えて，一般の角化現象とは

かなり趣を異にしていることを示している．とい

うのは，一般の角化の場合には，ケラトピアリン

頼粒は多数出現するものであるし，しかも角化部

にはトノフィラメント束は認められないのであ
る．

　Calcifying　odontogenic　cystを電子顕微鏡的に．

t
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観察したのは筆者らが初めてではないかと考えて

いたところ（Eda，　et　al．1974）9），それより少し前

に1つの論文が発表されていた（Fejerskov　and

Krogh，1972）12｝．そしてそれは筆者らの所見と同

様に，ghost　cellはトノフィラメントの太い束よ

り成り，皮膚における角化とは異うと記載されて

いた．なおこの論文で解せないのは，原稿受理日

が6February　1973となっているのに，雑誌の発

行が1972であることである．その後も電子顕微鏡

による研究が1つ発表になった（Regezi，　et　al．

1975）39）．

Calcifying　odontogenic　cystにっいての問題点

　本嚢胞の由来にっいて，Gorlin，　et　al．（1962）17｝

は（1）エナメル芽細胞に似た基底細胞，（2）類象牙質

の形成（多分誘導による），（3）歯牙に関連して嚢胞

が発生することの3点より歯原性であるとしてい

る．これに問題はないが，さらに追加するならば，

（4）基底細胞に接して星形細胞が現われること，（5）

上皮および嚢胞壁結合組織の分化が進んで歯牙腫

・を作ることが稀でないことなども，歯原性である

ことを首肯させるところである．

　1つの問題は，本嚢胞がはたして単なる嚢胞で

あるかどうかということである．たしかに嚢胞を

形成するため病名にも嚢胞という言葉が入ってい

るが，実際には腫瘍的な性格をもっているため，

Pindborg（1970）36）の成書やWHOの分類（Pind－

borg　and　Kramer，1971）3η，　Lucas（1972）25｝の成書

では歯系腫瘍の項に入っている．さらにFejers－

kov　amd　Krogh（1972）12）tま嚢胞よりも腫瘍の分

類に入れるべきだとしている．彼らはその理由と

して，本疾患を多数検索すると全例がかならずし

も嚢胞を作るとは限らないことや，エナメル上皮

腫のように上皮性腫瘍には嚢胞を形成することが

稀でないことなどを挙げている．そして本疾患に

対してcalcifying　ghost　cell　odontogenic　tumor

（石灰化幽霊細胞歯系腫瘍）と呼ぶことを提唱し

ている．

　腫瘍か嚢胞かという問題に関連して，本嚢胞が

しばしば歯牙腫を伴うことが多いということに注

目しなければならない．つまり，上皮と結合組織

が誘導しあって歯牙腫となることが多いというこ

とは，単なる嚢胞と区別した方がよいことを示唆

すると考えられる．ちなみに明確な嚢胞形成があ

9

りそれに歯牙腫が伴っているものに対してのみ

calcifying　odontogenic　cystという名前を使うべ

きであるという意見があるくらいである（Abra－

ms　and　Howell，1968）1）．

　名前にっいてはもう1つの問題点がある．それ

は本稿の冒頭にも出てきたkeratinizing　and　cal－

cifying　odontogenic　cystという病名で，　Gold

（1963）15｝が命名して以来，　Sauk（1972，この論文

ではcalcifyingが先になっている）42），青葉ら

　（1973）4｝，中島ら（1974）29｝などがこれを用いてい

る．つまり病名にKeratinizingを入れた方がいい

かどうかという問題である．たしかに幽霊細胞は

角化の1種に違いないが，前述の如く電子顕微鏡’

的にはかなり一般の角化とは異なっている．また

病名に病理組織像の特徴を全て盛り込む必要性は

なく，さらに長すぎる名前も感心しない．従って

calcifying　od6ntogenic　cystがよいと思う．

Abram　and　Howell（1968）膓）もKeratinizingを追

加することに反対している．

　診断する際に注意したいことは，本嚢胞は埋伏

歯の歯冠部に現われることが多しミため，X線像で

は濾胞性歯牙嚢胞と間違われやすいことである．

さらに摘出しても，病理組織標本を作らなければ，

濾胞性歯牙嚢胞として処理されてしまうことも考

えられる．しかし石灰化物を伴ゲこおり，また歯

牙腫を併発することが多いので，X線像でもまた

摘出材料でも，詳細に観察すればある程度の診断

は可能である．だから，この名前が普及徹底すれ

ば，報告はふえると予想できる．
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