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厚生労働科学研究費補助金（がん対策推進総合研究事業） 

学会連携を通じた希少癌の適切な医療の質向上と 

次世代を担う希少がん領域の人材育成に資する研究 

（分担研究報告書） 

 

ガイドライン作成に向けた骨軟部腫瘍の病理学的診断に関する研究 

 

（分担研究報告書） 

 

研究分担者  小田 義直  九州大学大学院医学研究院形態機能病理学 教授 

 

研究要旨 

他学会との連携による策定が行われてきた後腹膜肉腫診療ガイドラインは公開され、悪性骨

腫瘍診療ガイドラインも近日中に公開予定である。今後これらのガイドラインの積極的な活

用が期待される。希少癌のコンサルトに関しては日本病理学会と国立がん研究センターの病

理診断コンサルテーションシステムの統合が今後の課題である。骨軟部腫瘍の中で臨床病理

学的、分子病理学的解析が十分になされていない腫瘍の解析を行い、特に希少な腫瘍におい

てその臨床病理学的、分子生物学的特徴を明らかにした。悪性軟部腫瘍における術前化学療

法の組織学的効果判定に際し客観的な基準を構築することができ、さらに予後予測に有用で

あることを明らかにした。 

 

研究協力者  

中島 康晴（九州大学整形外科）     山元 英崇（九州大学形態機能病理） 

孝橋 賢一（九州大学形態機能病理）      岩崎 健（九州大学病院病理診断科） 

木下 伊寿美（九州大学病院病理診断科）  成富 文哉（九州大学病院病理診断科） 

 薄 陽祐（九州大学形態機能病理）         古川 寛（九州大学形態機能病理） 

川口 健悟（九州大学形態機能病理）    田口 健一（九州がんセンター病理診断科） 

西山 憲一（福岡赤十字病院病理診断科）   田宮 貞史（北九州医療センター病理診断科） 

大城 由美（松山赤十字病院病理診断科） 

 

A.研究目的 

骨軟部肉腫などの希少がんの病理診断は、一般病理

医はその確定診断に難渋することが少なくない。そ

の一方で患者にとっては正しい診断に至らないが

ために適切な治療へ結びつかず不利益となりうる。

希少がんにおける病理診断精度の向上ならびに病

理診断体制の適切な構築、さらには新たな治療を目

指した研究は重要であり本研究ではこれらの課題

に対する関与を行った。 

 

B.研究方法 

希少がんの中でも特に骨軟部腫瘍ならびに小児腫



35 

 

瘍に重点を置いて、以下のような活動ならびに研究

を行った。 

 

1) 骨軟部腫瘍の各種ガイドライン作成に関与 

・悪性骨腫瘍診療ガイドライン策定およびその英語

版作成 

・悪性軟部腫瘍取り扱い規約の策定 

・International Collaboration on Cancer Repor

ting (ICCR)のGIST group によるGIST病理診断dat

a set策定と英文雑誌への投稿 (Histopathology. 

2023 Feb;82(3):376-384. 

 

2) 希少がんコンサルテーション体制の整備お

よび骨軟部腫瘍、小児腫瘍の各種コンサルテーショ

ンシステムの病理診断コンサルタントとして診断

難解例の診断を行った 

・日本病理学会での遺伝子解析有料化システムの運

用 

・日本病理学会コンサルテーションシステムおよび、

国立がん研究センターコンサルテーシ 

ョンシステムでの診断依頼症例の病理診断  

・小児腫瘍JCCG病理部会でのJRSG横紋筋肉腫症例の

中央病理診断 

・JCOG1802およびJCOG2102における軟部腫瘍中央病

理診断 

・AMED 革新的がん医療実用化研究事業がん全ゲノ

ム解析プロジェクト（骨軟部腫瘍グループ）におけ

る骨軟部腫瘍希少亜型の中央病理診断 

・日本病理学会「希少がん診断のための病理医育成

事業」に関与 

 

3) 各種国内外学会での骨軟部腫瘍2020WHO分類に

関する講演を行い、骨軟部腫瘍に関する国際シンポ

ジウムを企画し、座長を務めた。 

 

4) 2022年4月日本病理学会総会の「ワークショッ

プ：骨軟部腫瘍の病理診断：コンサルテーションと

中央診断」の中で「欧州における骨軟部腫瘍の中央

病理診断体制と本邦の現状との比較というタイト

ルで講演を行った。 

 

5) 2022年10月の日本癌学会において「特別企画7: 

第3期がん対策推進基本計画の成果 

と展望」において「希少がん対策における中央病理

診断ネットワーク構築ための課題と展望-肉腫を中

心に」というタイトルで講演を行った。  

 

6) 希少がんである骨軟部腫瘍の臨床病理学的

ならびに分子病理学的解析 

 対象：未分化多形肉腫、軟骨肉腫、骨巨細胞腫、

悪性骨巨細胞腫、粘液型脂肪肉腫、子宮平滑筋肉腫 

 

（倫理面への配慮） 

倫理面への配慮が必要な骨軟部腫瘍の臨床病理学

的ならびに分子病理学的解析に関する研究では IRB

審査済である。 

 

C.結果 

 

1) 骨軟部腫瘍のガイドライン作成 

・日本整形外科学会が策定する悪性骨腫瘍診療ガイ

ドラインは編集済で2022年1月に南江堂から刊行さ

れ、さらにその英文化が待たれている状態である。 

 

・日本整形外科学会主体で悪性軟部腫瘍取り扱い規

約第4版が2023年3月に金原出版より刊行された。本

規約の中で病理学的事項を担当し分担執筆してい

る。 

 

・International Collaboration on Cancer Repor
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ting (ICCR)のGIST group によるGIST病理診断dat

a setを策定しさらに英文論文化して病理国際学雑

誌への投稿し、掲載された (Histopathology. 202

3 Feb;82(3):376-384.) 

 

2) 希少がんコンサルテーション体制の整備および

骨軟部腫瘍、小児腫瘍の各種コンサルテーションシ

ステムの病理診断コンサルタントとして診断難解

例の診断 

 

・日本病理学会での遺伝子解析有料化システムの運

用を行い順調に運営されている。 

 

・日本病理学会コンサルテーションシステムおよび、

国立がん研究センターコンサルテーシ 

ョンシステムでの診断依頼症例の病理診断をおこ

なった。病理学会と国立がん研究センターの間でこ

の2つのシステムの統合について、病理学会側から

推進し遅くとも来年度からシステムを統合する予

定である。  

 

・小児腫瘍JCCG病理部会でのJRSG横紋筋肉腫症例、

JRSG骨軟部悪性固形腫瘍およびJCOG0905, JCOG180

2, JCOG2102における骨肉腫および軟部腫瘍症例の

中央病理診断を行った。 

 

・AMED 革新的がん医療実用化研究事業がん全ゲノ

ム解析プロジェクト（骨軟部腫瘍グループ）におけ

る骨軟部腫瘍希少亜型の中央病理診断を行った。 

 

・日本病理学会「希少がん診断のための病理医育成

事業」にて希少がん病理診断支援検討委員会委員お

よび病理学会理事長として、この事業の遂行を行っ

た。 

 

3) 各種国内外学会での骨軟部腫瘍2020WHO分類に

関する講演ならびに、骨軟部腫瘍に関する国際シン

ポジウムの企画 

 

・2022年5月12日オンラインで開催された韓国病理

学会においてNew concepts in 2020 WHO Classifi

cation of Soft Tissue and Bone Tumors with th

eir molecular featuresというタイトルで講演を

行い、2020年骨軟部腫WHO分類の内容を啓蒙した。 

 

・2023年10月15日オーストラリア・シドニーで開催

された国際病理アカデミー学術集会においてNTRK 

rearranged spindle cell neoplasm and its rela

ted tumorsというタイトルで新規軟部腫瘍組織型

について解説を行った。 

 

・2023年1月27日 小倉で開催された第33回骨軟部放

射線研究会片山記念講演で「骨腫瘍病理診断におけ

る新たな疾患概念と分子遺伝学的知見」というタイ

トルで講演を行い骨腫瘍に於ける最近の分類、疾患

概念の変化および分子遺伝学的特徴について解説、

啓蒙を行った。 

 

・2023年3月12日にニューオリンズで開催された北

米病理学会において国際骨軟部腫瘍病理学会(Inte

rnational Society of Bone and Soft Tissue Pat

hology: ISBSTP)のコンパニオンミーティングにお

いて” Controversial Terminology in Bone and 

Soft Tissue Pathology: Future Considerations” 

というタイトルのシンポジウムを企画し座長を務

めた。骨軟部腫瘍病理研究の国際的な第 

一人者であるDr. Andrew Eric Rosenbergに骨軟部

腫瘍全体の疾患概念および用語に関する講演を(Na

mes Matter –  Improving Terminology in Bone a

nd Soft Tissue Pathology)、 
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Dr. Julie C. Fanburg-Smithに特徴的な新規遺伝

子異常を有する骨軟部腫瘍についての講演を(Upda

te in Terminology For a) Tyrosine-Kinase Fusi

on Sarcomas and b)NFATc2 Tumors) 、Dr. Shi We

iにUSP6遺伝子再構成を有する骨軟部腫瘍群に関す

る講演を(Update in Terminology for Aneurysmal

 Bone and Myositis Ossificans,Unifying USP6 C

oncept)、Dr. Andrew Folpeに新規の遺伝子異常を

有する横紋筋性腫瘍についての講演を(Update in 

Terminology for Inflammatory Rhabdomyoblastic

 Tumor/Inflammatory Leiomyosarcoma/Histiocyte

-rich RhabdomyoblasticTumor)行ってもらい好評

であった。 

 

4) 2022年4月日本病理学会総会において「ワークシ

ョップ：骨軟部腫瘍の病理診断：コンサルテーショ

ンと中央診断」の中で「欧州における骨軟部腫瘍の

中央病理診断体制と本邦の現状との比較というタ

イトルで講演を行い、本邦の希少がん病理診断の問

題点と今後の展望について解説した。 

 

5) 2022年10月の日本癌学会において「特別企画7: 

第3期がん対策推進基本計画の成果 

と展望」において「希少がん対策における中央病理

診断ネットワーク構築ための課題と展望-肉腫を中

心に」というタイトルで講演を行い、病理学会と国

立がんセンターの病理診断システムの統合の可能

性についても言及を行った。 

 

6) 希少がんである骨軟部腫瘍の臨床病理学的

ならびに分子病理学的解析 

・未分化多形肉腫、軟骨肉腫、骨巨細胞腫、悪性骨

巨細胞腫、粘液型脂肪肉腫、子宮平滑筋肉腫 

 

・未分化多形肉腫 

未分化多形肉腫（UPS）は予後不良とされている。

近年、マクロファージの免疫チェックポイントであ

るシグナル制御タンパク質α（SIRPα）や、T細胞

やナチュラルキラー細胞の免疫チェックポイント

であるT cell immunoreceptor with immunoglobul

in and immunoreceptor tyrosine-based inhibiti

on motif domains（TIGIT）が、がん免疫療法のタ

ーゲットとして期待されている。本研究では、SIR

PαとTIGITのUPSの予後因子としての価値を評価す

ることを目的とした。cBio Cancer Genomics Port

alを使用し、Cancer Genome AtlasのUPS50症例のm

RNA発現データを解析した。49例のUPS臨床検体を検

索し、免疫組織化学（IHC）を行い、programmed d

eath ligand 1（PD-L1）、SIRPα、CD68、CD163、T

IGIT、CD155、CD8を検出した。SIRPαは、オープン

アクセスデータおよびコホートのIHC（p = 0.002）

により、CD163（Pearsonのr = 0.51, p = 0.0002）

と正の相関があり、SIRPα陽性マクロファージ浸潤

は、PD-L1発現1%以上のUPS細胞ではPD-L1未満のUP

S細胞より高かったことがわかった（p = 0.047 ）。

TIGITはPD-L1（r = 0.54, p < 0.0001）およびCD8

A（r = 0.98, p < 0.0001）と正の相関があった。4

9例中35例では、IHCにより腫瘍細胞上のTIGITの高

発現が確認された。さらに、腫瘍細胞上のTIGIT発

現は、CD155陽性（p = 0.0144）およびCD8陽性（p 

= 0.0487）細胞浸潤と負の相関があった。生存率解

析では、SIRPα陽性マクロファージ浸潤の高さは、

全生存率の低下および転移と関連していた（それぞ

れp < 0.0001, p = 0.0006）。SIRPα陽性マクロフ

ァージはUPS細胞に浸潤しており、予後不良を予測

した。腫瘍細胞でのTIGITの高発現は、UPSでの腫瘍

浸潤マクロファージのレベル低下と関連していた。 

Ishihara S and Oda Y et al. : Clinical signif

icance of signal regulatory protein alpha and

 T cell immunoreceptor with immunoglobulin an
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d immunoreceptor tyrosine-based inhibition mo

tif domain expression in undifferentiated ple

omorphic sarcoma. 

J Cancer Res Clin Oncol. 2022 Jun 23. 

 

・軟骨肉腫 

軟骨肉腫は2番目に多い原発性悪性骨腫瘍であり，

腫瘍性骨質や骨形成を伴わない軟骨性マトリック

スを生成する．WHO軟部組織・骨分類（2020年版）

における組織学的グレードは、従来の軟骨肉腫の臨

床転帰を予測する上で最も重要な因子であるが、そ

の詳細な定義が明確でないため、時として問題とな

ることがある。ここでは、従来型軟骨肉腫の症例を

検討し、組織学的所見の意義を検証した。さらに、

従来型軟骨肉腫の新しいスコアリングシステムを

提案した。従来型軟骨肉腫60例と脱分化型軟骨肉腫

21例の臨床病理学的特徴を検討した。中等度から高

度の核異型度は遠隔転移と相関していた。中等度か

ら高度の核異型度、高細胞密度、1%以上の粘液質変

化は、全生存率の悪化と相関していた。一方、核異

型度が軽度の症例では、腫瘍関連死や転移は認めら

れなかった。以上の結果から、核異型度（軽度：0、

中度：+1、高度：+2）、細胞性（細胞性なし、軽度

増加：0、中度、びまん性増加：+1）、壊死（細胞

性なし、びまん性増加：+2）、壊死（細胞性なし、

びまん性増加：+1）を基に、新しいスコアシステム

を提案した。各グレードの定義は、軽度核異型度の

みの症例をグレード1、軽度核異型度を除く総スコ

ア1～3をグレード2、総スコア4または5をグレード3

とした。グレード1は18例（30%）で、局所再発5例

（28%）を含むが、転移や腫瘍関連死はなかった。

グレード2は26例（43%）で、局所再発2例（8%）、

転移3例（12%）、腫瘍関連死1例（4%）、グレード3

は、局所再発4例（25%）、転移6例（38%）、腫瘍関

連死5例（31%）を含む16例（27%）であった。組織

学的所見と脱分化との間には、統計的に有意な関連

は見られなかった。本研究から、従来型軟骨肉腫の

グレーディングのために、核異型度、細胞密度、壊

死、粘液性変化に基づく新しい組織学的スコアリン

グシステムを提案した。このシステムを用いると、

従来の軟骨肉腫は3つのグレードに明確に分類でき

る：グレード1、非転移性群、グレード2、転移する

が生命を脅かすことはまれな群、グレード3、頻繁

に転移し生命を脅かす群である。 

Susuki Y and Oda Y et al.: A new scoring syst

em for the grading of conventional chondrosar

coma: Its clinicopathological significance. 

Pathol Res Pract. 2022 Sep 16;238 

 

・骨巨細胞腫 

デノスマブは骨巨細胞腫（GCTB）に対する画期的な

薬剤であるが、GCTBの腫瘍骨化に関する臨床バイオ

マーカーは解明されていない。本研究では、Wnt/

β-cateninシグナルとGCTBの骨化との関係を調べ、

内因性の核内β-catenin発現がGCTBにおけるdenos

umab誘発骨形成を予測するかどうかを評価した。患

者由来の原発性GCTB腫瘍間質細胞は、骨芽細胞的特

徴を示した。骨芽細胞マーカーとβ-カテニン核内

転位は分化誘導により有意に上昇し、Wntシグナル

阻害剤GGTI-286や選択的Rac1-LEF阻害剤NSC23766

で処理することにより抑制された。さらに、86個の

GCTB臨床サンプルについて、内因性骨化と核内β-

カテニン転座を検討し、腫瘍内骨化と核内転位が有

意に関連していることを明らかにした。また、腫瘍

CT画像の3次元定量解析（n = 13）により、ナイー

ブGCTBサンプルの核内βカテニン転位が、デノスマ

ブによる腫瘍骨化に有意に関与していることが明

らかになった。この結果は、核内β-カテニン転位

とGCTBの骨芽細胞分化の密接な関係を示唆するも

のである。ナイーブGCTBサンプルの核内β-カテニ
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ンを調べることは、デノスマブ治療後のGCTBの骨化

を予測するバイオマーカーとして有望である。 

Kimura A and Oda Y et al. Nuclear β-catenin 

translocation plays a key role in osteoblast 

differentiation of giant cell tumor of bone. 

Sci Rep. 2022 Aug 4;12(1):13438. 

 

・悪性骨巨細胞腫 

骨巨細胞腫（GCTB）は、まれに一次または二次的に

悪性化し、骨悪性巨細胞腫（MGCTB）となることが

あるが、その分子変化の詳細については未だ不明で

あった。本研究では、MGCTB9例（原発性5例、続発

性4例）の免疫組織化学、蛍光in situハイブリダイ

ゼーション（FISH）、次世代シーケンサー（NGS）

に基づいて、MGCTBの臨床病理学的および分子的特

徴を明らかにすることを目的とした。MGCTB9例中7

例（78％）がH3.3 G34Wに免疫組織化学的に陽性と

なった。2例（22％）では、GCTB成分は局所的また

はびまん性にH3.3 G34W陽性であったが、その悪性

成分は完全にH3.3 G34W陰性であり、これはFISHに

よるH3F3Aのヘテロ接合性喪失と関連していた。4

つのMGCTBのNGSでは、TP53（n = 3）、EZH2（n = 

1）および他のいくつかの遺伝子に病原性変異が認

められた。9つのMGCTBの免疫組織化学的解析により、

p53の核内蓄積（n = 5）とH3K27me3発現の消失（n 

= 3）が確認され、これらは相互に排他的であるこ

とが示された。また、多形細胞または上皮細胞優勢

のMGCTB5例中4例（80％）がp53陽性、紡錘細胞優勢

のMGCTB4例中3例（75％）がヒストン3のリジン27

でのトリメチル化（H3K27me3）陰性であった。この

結果は、p53の変化とH3K27me3欠損に見られるヒス

トンメチル化の機能不全がGCTBの悪性化に重要な

役割を果たし、MGCTBにおける表現型と遺伝子型の

相関に寄与している可能性を示唆した。組織学的、

免疫組織化学的、分子生物学的な情報を組み合わせ

ることで、困難な症例の診断に一部役立つと思われ

る。 

Ishihara S and Oda Y et al. Histological and 

immunohistochemical features and genetic alte

rations in the malignant progression of giant

 cell tumor of bone: a possible association w

ith TP53 mutation and loss of H3K27 trimethyl

ation. 

Mod Pathol. 2022 May;35(5):640-648. 

 

・粘液型脂肪肉腫 

粘液性脂肪肉腫（MLS）は脂肪肉腫の20～30％を占

め、円形細胞成分（RCC）は特有の予後不良因子で

あると考えられている。しかし、RCCの評価基準は

曖昧であるため、病理医によって判定がまちまちで

ある。本研究では、核異型度を評価するために確立

された2つのグレーディングシステム（すなわち、W

HO/国際泌尿器科病理学会と腎細胞がんにおけるFu

hrmanグレーディング）を修正し、MLS64症例に適用

した。細胞形態および細胞密度の詳細をソフトウェ

アベースの評価により行った。また、DNA変異解析、

包括的なmRNA発現解析、免疫組織化学も実施した。

その結果、修正Fuhrmanグレーディングシステムに

よる高核異型度グループは、無病生存率が有意に低

いことが明らかになった（ハザード比：4.43、95％

信頼区間：0.9-22.6、p = 0.047）．一方、細胞密

度は、修正Fuhrman高悪性度群で有意に高かったが

（hypercellular areaの割合でp = 0.010; 最大細

胞密度でp = 0.003）、それ自体は生存解析におけ

る予後不良因子ではなかった。さらに、修正Fuhrm

an高悪性度群では、細胞周期関連遺伝子（FOXM1、P

LK1、CDK1など）が有意に発現していた。結論とし

て、我々の解析は、（細胞密度ではなく）核形態に

焦点を当てた評価が、MLSの予後を予測する上でよ

り信頼できることを示唆した。 
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Kawaguchi K and Oda Y et al. Prognostic value

 of nuclear morphometry in myxoid liposarcoma.

 Cancer Sci. 2023 Jan 20. 

 

・子宮平滑筋肉腫 

サイクリン依存性キナーゼ8（CDK8）は、転写メデ

ィエーター複合体に関連し、癌に関与するいくつか

の転写因子を制御している。CDK8の発現は、免疫組

織化学的に結腸および乳癌の予後不良マーカーで

ある。RNAポリメラーゼII転写メディエーターサブ

ユニットMED12のエクソン2における体細胞変異は、

子宮平滑筋肉腫（ULMS）症例の7-30%に生じ、これ

らの変化が腫瘍形成に寄与することが示唆されて

いる。MED12およびCDK8の変異解析には、ULMS患者8

0名の公開ゲノム変異データを使用した。ULMS患者6

0名のコホートにおいて、MED12、CDK8、β-カテニ

ンの発現を免疫組織化学的に評価し、さらにMED12

変異の状態、生存ステージも評価した。単変量解析

をログランク検定で行い、独立した予後因子を特定

するためにCox回帰を使用した。多変量Cox回帰分析

の結果、進行期（p < 0.0001）および高CDK8発現（p

 = 0.0014）が予後不良の独立した予測因子である

ことがわかった。MED12変異の有無は、CDK8発現量

（p = 0.6873）およびDSS（p = 0.8075）と有意な

関連はなかった。結論として、我々のデータは、C

DK8発現が予後不良のULMS患者のサブセットを特定

する可能性を示唆した。 

Yasutake N and Oda Y et al. Cyclin-dependent 

kinase 8 is an independent prognosticator  

in uterine leiomyosarcoma. Pathol Res Pract. 

2022 Jul;235:153920. 

 

D.考察 

 

1) 悪性骨腫瘍診療ガイドラインおよび悪性軟

部腫瘍取り扱い規約ともに関連する診療科医師が

連携をとりながら策定を進めたものであり、公開の

後は汎用性が極めて高いことが期待される。ICCR

によるGIST 病理診断data setも国際的に広く利

用されることが期待できる。 

 

2) 希少がんコンサルテーション体制の整備で

は国立がん研究センターと日本病理学会のコンサ

ルテーションシステム統合について整備を進め、目

処がついた。 

 

3) 各種国内外学会での骨軟部腫瘍2020WHO分

類に関する講演ならびに、骨軟部腫瘍に関する国際

シンポジウムの企画では、新規疾患概念の啓蒙に有

用であった。 

 

4) 希少がんである骨軟部腫瘍の中で未分化多形肉

腫、軟骨肉腫、骨巨細胞腫、悪性骨巨細胞腫、粘液

型脂肪肉腫、子宮平滑筋肉腫に関する新たな臨床病

理学的ならびに分子病理学的特徴を明らかにする

ことができた。 

 

E.結論 

1) 悪性骨腫瘍診療ガイドラインおよび悪性軟部腫

瘍取り扱い規約は刊行、公開され、汎用性が高いこ

とが期待される。 

2) 日本病理学会と国立がん研究センターの病理診

断コンサルテーションシステムの統合について整

備を進めた。 

3) 骨軟部腫瘍の中で臨床病理学的、分子病理学的

解析が十分になされていない腫瘍の解析を行った。 

 

F.健康危険情報 

  特になし 
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ポートすること、② エビデンスの少ない希少癌の

ガイドライン作成の方法論を確立すること、③ ガ

イドライン作成を通じて希少癌の臨床的課題を明

確化し課題解決の体制を構築することである。 

 

B.研究方法 

Minds診療ガイドライン作成マニュアル2017に可

能な限り準拠することを基本とするが、陰茎癌にお

いてはランダム化比較試験やそれらに基づくメタ

アナリシスは皆無であるため、エビデンスレベルの

高い研究が極めて少ない項目に関しては網羅的文

献検索を行った上で、現時点で得られる知見を記述

するにとどめ、エビデンス総体や推奨の強さの評価

は行わない。後方視的研究であっても比較的多くの

研究が存在する項目についてはCQを設定するが、シ

ステマティックレビューによりエビデンス総体を

まとめることは事実上困難であるため、作成委員会

のコンセンサスパネルにより推奨の評価およびエ

ビデンスの強さを議論して決定する。 

 

（倫理面への配慮） 

ガイドライン作成は既に出版されている文献のレ

ビューに基づくものであり、倫理面への特段の配慮

は必要ない研究であると考えられる。 

 

C.結果 

１）診療ガイドライン作成委員会 

診療ガイドライン作成委員はアカデミックな利

益相反にも配慮して泌尿器科、腫瘍内科、放射線

治療科、放射線診断科、病理診断科の各専門医よ

り構成されている。 

委員長：神波大己（熊本大学泌尿器科） 

保険委員長：高橋悟（日本大学泌尿器科） 

委員： 舛森直哉（札幌医科大学泌尿器科） 

西山博之（筑波大学腎泌尿器外科） 

矢尾正祐（横浜市立大学泌尿器科） 

古家琢也（岐阜大学泌尿器科） 

三宅秀明（浜松医科大学泌尿器科） 

雑賀隆史（愛媛大学泌尿器科） 

斎藤誠一（琉球大学腎泌尿器外科） 

秋元哲夫（国がん東病院放射線治療科） 

玉田勉（川崎医科大学放射線診断学） 

安藤雄一（名古屋大学がん薬物療法学） 

都築豊徳（愛知医科大学病理診断科） 

文献検索：樋之津史郎（札幌医科大学医療統計学） 

事務局：山口隆大（熊本大学泌尿器科） 

杉山豊（熊本大学泌尿器科） 

 

２）診療ガイドライン作成 

2019 年度末までに本ガイドラインで取り上げた

以下の各領域（①疫学、②病理、③診断、④治療、

⑤経過観察、⑥QOLとし、さらに③は１）局所（1.

生検、 2.画像診断）、２）所属リンパ節、３）遠

隔転移、４）病期分類、５）腫瘍マーカー、④は

１）局所（1.手術、2.放射線）、２）所属リンパ

節（1.手術、2.放射線）、３）全身化学療法、４）

再発治療の小領域）について、それぞれの領域を

分担する委員を選出し、総論を記載する 26領域の

キーワード、キー論文および 8つの CQ最終案が固

定され、文献の抽出ののち各委員による総論およ

び CQの推奨文執筆が開始された。2020年 7月末に

すべての初回原稿が完成し、委員による相互査読

にもとづいた修正原稿が同年 10月末までに作成さ

れた。予め日本泌尿器科学会ガイドライン委員会

により選定された出版社（医学図書出版株式会社）

にて出版用にレイアウトされた初稿が作成され、

2021 年 1 月末に委員による初回校正が終了した。

同年 2 月 8 日に委員会によるコンセンサスパネル

を開催し、CQ文面の最終確認を行うとともに、「推

奨の評価」「エビデンスの強さ」について合議の
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のち投票による決定を行なった。また診療アルゴ

リズムの確認、修正も併せて行なった。2021 年 3

月末に最終校正が終了した。本ガイドライン評価

委員会（委員長：山本新吾 兵庫医科大学泌尿器科

教授、委員：松山豪泰 山口大学泌尿器科教授、酒

井英樹 長崎大学泌尿器科教授、北村寛 富山大学

泌尿器科教授）による評価ののち、日本泌尿器科

学会ガイドライン委員会、日本泌尿器科学会理事

会の承認、パブリックコメントの募集とそれにも

とづく最終修正を経て、2021年 7 月 30日に出版さ

れた。国内外に広く発信するため、英文サマリー

版を作成し、「International Journal of Urology」

誌 2022 年 29巻 8号 780-792頁に掲載された。 

また、本研究とは別ではあるが分担研究者が所属

する九州泌尿器科連合地方会における共同研究と

して「九州・沖縄地区における陰茎癌の診療実態

調査研究」が企画され、その成果を「ガイドライ

ン発刊前の陰茎癌診療実態および治療成績」とし

て現在、英文誌に投稿中である。 

 

D.考察 

陰茎癌は希少癌であり、大規模なRCTは皆無である。

本ガイドラインでは、①疫学、②病理、③診断、④

治療、⑤経過観察、⑥QOLの各領域に複数のCQを設

定してシステマティックレビューを行うことは現

実的ではなく、現在までに得られている知見による

現時点でのstate-of-the-artを総論として記述す

ることを中心とした。また、比較的高いレベルのエ

ビデンスが存在する領域のみCQを設定し、推奨の評

価、エビデンスの強さを決定するという方針をとっ

た。このスタイルはEAUガイドラインに準じたもの

である。 

本ガイドラインが発刊され1年半以上が経過する

中で日本泌尿器科学会総会、日本泌尿器科学会教育

ウェビナーを通してガイドラインの解説を行なう

とともに、英文サマリー版が学会英文誌に掲載され、

分担研究者が所属する九州泌尿器科連合地方会に

おける共同研究として「九州・沖縄地区における陰

茎癌の診療実態調査研究」の成果も英文誌に投稿中

である。このような国内外への発信活動を通して陰

茎癌診療の標準化とその普及に努めたい。また、ガ

イドライン発刊後の診療実態を調査し、発刊前の診

療実態と比較すること、また本診療ガイドライの長

所短所について批判的検証を行うことにより、将来

の改訂に活かす必要があると考えられた。 

 

E.結論 

陰茎癌ガイドライン作成により医療の質向上に資

するとともに、エビデンスの不足している分野が明

らかとなり今後の臨床研究テーマが抽出しやすく

なるものと考えられた。また、本ガイドラインの長

所短所を議論することにより希少疾患ガイドライ

ン作成の方法論確立の方向性がより明確になると

期待される。 

 

F.健康危険情報 

  特になし 
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1.論文発表 
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Int J Urol 2022:29:780-792. 
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中 4 番目）, et al. Detection of semenogelin 1 

amyloidosis through immunohistochemical 
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Monthly Book ENTONI 281(3), 49-58, 2023 

9. 神波大己：日本初の陰茎癌診療ガイドライン
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