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症例は46歳の男性。本院の大腸がん検診で使潜血反応陽性を指摘された。注腸造影検査で約8cmに

わたる上行結腸狭窄と,腹部 CT検 査によって腸管壁の 3層 構造肥厚性変化が認められた。血清中 Ig‐

E値 は1,730EUに 増加 していた。本症例はアレルギー性腸炎が疑われたが確定診断に至 らず,1997年

4月 23日上行結腸部分切除が施行された。病理組織診断は,策膜下を中心に好酸球浸潤を伴った aller‐

gic granulomatous angids(AGA)で あった。本症例はAGAに よって生 じた本邦でもまれな大腸狭

窄例であった。今回われわれは,術 前に確定診断に難渋し手術に至った経験を文献的考察を加え報告

する。
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はじめに

消化管に発生するアレルギー性肉芽腫性血管炎 (以

下,AGA)1)2)は 組織学的に比較的まれな病態で,治 療

上ステロイ ド薬に著効性を示す。ところで,AGAの 消

化管病変のなかで も大腸 に発生 した報告例 は少 な

v 3ゝド5).今
回,わ れわれはAGAに よって発生 した腸管

壁周囲の肉芽腫が上行結腸を限局的に圧迫したために

生 じたきわめてまれな大腸狭窄の 1例 を経験 した。わ

れわれは術前診断に難渋 したために外科的治療に至っ

た症例を呈示する.

症  例

症例 :46歳,男 性

主訴 :便潜血反応陽性

家族歴 :父 は脳出血により死亡.母 は心筋梗塞によ

り死亡.実 兄は胃癌により死亡.

既往歴 :高血圧,ア ルコール性肝炎.気 管支喘息は

なかった。

現病歴 :平成 9年 3月 の定期検診で便鮮血陽性を指

摘され,精 査目的の入院予定であった。 4月 上旬に四

肢のしびれ,冷感,動悸が強 くなり救急搬送入院 となっ

た。

飲酒歴 :日本酒 5合 /日.喫 煙歴 :40本/日×30年.

生食歴はなし.

入院時現症 :身長156cm,体 重56kg,体 温356°C,

<1997年 11月5日 受理>別 刷請求先 :河崎 千 尋

〒5240022 守 山市守山4-14-1 守 山市民病院外

科

血圧165/98mmHg,脈 拍84/分・整.結 膜に黄疸 ・貧血

なし.表 在 リンパ節腫大なし.胸 部症状なし.腹 部平

坦・軟,右 季肋下に軽度圧痛あり,腹 部に手術痕なし.

腸音正常,肝 ・牌触知せず.直 陽診にて 7時 方向に内

痔核をみるが圧痛 ・出血はなし,皮 膚所見では顔面,

胸部,下 腿後面に汗疹を認めた。アキレス腱反射低下

などの神経学的所見に異常はなかった。心エコー検査

では心膜 と心筋に異常はなかった。

入院時検査所見 :末梢血液検査では炎症反応 と好酸

球増多を認めなかった。生化学検査では,GOT 461U/

L,GPT 391U/L,γ ‐GTP 2941U/Lで 軽度肝機能障害

を認め,血 清 Ig E値 は1,730EUで 異常高値を示した.

抗アニサキス抗体, リュウマチ因子,抗 核抗体 と抗好

中球細胞質抗体 はともに陰性であった.補 体系では

CH50値 は54mg/dlで 軽度上昇 を示 し,C3値 91 lmg/

dl,C4値 53mg/dlで あった。使の細菌培養,虫 卵は共

に陰性で,ツベルクリン反応 も陰性であった。腫瘍マー

カーは正常であった。

胸部 X線 検査所見 :異常所見を認めなかった。

上部消化管内視鏡検査所見 :胃前庭部を中心に血管

透見像が強 く,腸 上皮化生が体下部より体上部にかけ

てみられ,萎 縮性胃炎を呈 していた。

注腸造影 X線 検査所見 :壁不整像および壁外性に

圧迫された狭窄像が上行結腸の約8～10cmに わたっ

てみられた。粘膜は粗造で小類粒状隆起像を密集性に

認めた (Fig。1).陥 凹病変はなかった.

腹部単純 CT検 査所見 :上行結腸壁は粘膜下で全周
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Fig. I Barium enema study shoq's the narrowed

change  o f  t he  r r a l l  o f  l he  ascend i r r g  co l on

regionaly by the depression from the outside the

wa l l .  and  t he  g ranu la r  pa t t e rn  ( a r ro$ ' s ) .

性 に著明に肥厚 し腸管壁 は三層構造 を呈 していた

(Fig。2A).他 の臓器には異常所見はみられなかった。

腹水貯留はなかった。

大腸内視鏡検査所見 :肝管曲よりの上行結腸 に約6

cmに わた り顆粒状,軽 度浮腫性変化が全周性にみら

れ,血 管透見像は消失していた,易 出血性でところど

ころに斑状発赤を認めた。潰場はみられなかった(Fig.

2B)。同時に施行 した生検で好酸球浸潤を伴った炎症

細胞浸潤があ り,非 特異的な慢性炎症がみ られた

(Group I)。肉芽腫,crypt abscessや異型細胞は認め

なかった.

入院後経過 :四肢のしびれ,冷 感などの自律神経障

害は断酒による離脱期の症状 と考えられた。 このため

に患者は入院により約 2週 間の断酒を続行 した.本 症

例は,まず注腸造影 X線 および腹部 CT検 査所見 と大

腸内視鏡検査所見から感染性腸炎が疑われた。しかし,

炎症所見に乏しく,血清中 Ig‐E高 値からアレルギー性

腸炎も強 く疑われた。以上により確定診断が得られぬ
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Fig.  2 A) Abdominal  p la in CT shows the th ick-

ening of  three layers at  the ascending co)on

(arrorv) .  B) Endoscopic examinat ion of  the

ascending colon sholr's the elevated change with

the mi ld erosion (arrow heads).

まま, 4月 23日に上行結腸狭窄に対する結腸部分切除

を施行 した。

手術時所見 :肝脅曲部よりの壁外脂肪組織 と脂肪垂

が約8cmに わたり軟 らか く肥厚性に触知でき,可 動性

であった。腸管壁に接 した腸間膜は肥厚していた。212

番 リンパ節の腫大がみられた。腹水,腸 管癒着 と腸間

膜動静脈瘤は認めなかった。肝胆膵 と小陽,胃 には病

変はみられなかった。以上により本症例は良性腫瘍に

よる狭窄が疑われ,約 20cmの 上行結腸部分切除 と212

番 リンパ節の摘出を行った。再建方法は結腸一結腸

端々吻合をlayer to layer sutureで行った。

病理検査所見 :切除標本の大腸粘膜は,壁 外性圧迫

部位の粘膜面に軽度 ビランを認めるのみで腫瘍性変化

はみられなかった (Fig.3A).肉 限所見では,腸 管壁

外の肉芽腫は策膜外脂肪組織 と結腸間膜内に白色調の

微小結節 として散見された.憩 室による粘膜陥凹は認

めなかった (Fig.3B).病 理組織学的所見として腸管

漿膜下脂肪組織 と腸間膜内の中型血管には,肥 厚性,

狭窄性に治癒 した血管構造がみられた (Fig,4A)。 こ

れらは,主 に好酸球を炎症細胞 とする多発性壊死性血
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Fig. 3 A) Gross appearance of the resected speci.
men shows mild erosive change of the regional
membrane but not ulcerative and cancerous
lesions on any mucosal area. B) Macroscopic
view of the cut-surface shows massive change of
the subserosal fatty tissues (arrow) and some
micronodules in the area (arrow heads).

管炎の像を呈 しており (Fig.4B),血 栓を伴う壊死性

変化 もみられ (Fig。4C),静 脈よりも動脈で強 くみら

れた。血管周囲の問質内ではマクロファージが増生 し

肉芽腫形成が認められた (Fig。4D).肉 眼的にみられ

た微小結節病変は,脂肪壊死に陥った肉芽腫であった。

粘膜および粘膜下層の浮腫性変化 と筋層の肥厚はみら

れなかった。212番リンパ節には好中球を中心とした非

特異的炎症細胞浸潤がみられた。病理組織学的検査か

ら本症例はアレルギー性肉芽腫性血管炎 と診断された

ために,術 後より1週 間目から臨床症状にあわせてプ

レドニゾロン5mg/dayの 投与を開始した。術後 2週 間

後には血中 Ig‐E値 は1,4101U/mlに 減少し,患 者は軽

快退院している。

考  察

AGAは ,組 織学的に好酸球浸潤を伴った壊死性 (肉

芽腫性)血 管炎 と血管外肉芽腫が特徴的所見であ

る1)2ン).消化管に発生した AGAは ,す でに欧米では食

道,胃 ,小 腸を中心に200例以上の報告例がみられの",

本邦での報告例は,長 澤 ら4)が1989年に74例の集計報
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告を発表 している。このうちAGAの 大腸病変で記載

の明らかな報告例は,わ れわれの調べ得た範囲では自

験例を含めて 8例 にすぎない3)(Table l)。さらに本邦

で策膜外肉芽腫による大腸狭窄の報告例は今回が初め

てである。自験例を除 く7例 は全身性にAGAが 発症

し,下 痢,腹 痛,下 血などの消化管症状がみられた。

これらは気管支喘息が先行 しAGAに よる血管炎症状

が出現 しており,い わゆるChrug‐Strauss症候群 (以

下,CSSと 略する)であった1汚).CSSの 主な診断基準

は,(1)気 管支喘息で発症 し,多 発性単神経炎,皮 下

結節,関 節炎,下 痢 と腹痛などの血管炎症状が出現す

ること,(2)末 梢血中好酸球数増多 と血清 Ig E値増

加,他 に(3)赤 沈値元進,抗 核抗体陽性, リウマチ因

子陽性 と抗好中球細胞質抗体陽性などリウマチ疾患に

類似 した所見がみられることである41他 の 7例 は血

管炎 に よる消化管症状 として腹痛 が 7例 中 6例

(86%),つ いで下痢が 7例 中 4例 (57%)に みられた。

末梢血中好酸球増多は自験例以外の 7例 でみられ,記

載の明らかな血清中 Ig‐E高 値は全例にみられた。本症

例が臨床症状に乏しく末梢血中好酸球数増多がみられ

なかったのは,(1)主 病変が全身性に発生せず,大 腸

に限局されていたこと,(2)内 視鏡的に好酸球浸潤が

粘膜面にみられず装膜外に限局されていたことが原因

であると考えられた。一方,組織学的にAGAを 呈 しな

がらCSSに 特徴的臨床症状に乏しい報告例のがあ り,

臨床診断に難渋することもある.そ こで小泉のは,(1)

組織学的にAGAを 呈する,(2)必 ずしも気管支喘息

が先行 しない,(3)CSSと しての特徴的臨床所見に乏

しい症例を非定型的 (mOdined)cssと すべきである

と提唱してお り,本疾患の臨床診断も非定型的 CSSと

呼ぶべきであろう。血管炎症状の発生機序は,(1)主

に血管外肉芽腫による中小動静脈の狭窄や閉塞による

循環障害助と,(2)好 酸球から放出されるサイ トカイ

ンなどによる細胞障害性が考えられる4鴻
1↓ ずゝれにせ

よ今回の大腸狭窄の原因は,腸 管壁外 と腸間膜の中小

動脈の血管炎によって生じた肉芽腫の壁外性圧排によ

るもので,粘 膜面では循環障害によってビラン性変化

が生 じたものと考えられた。 リンパ節腫大は血管炎に

よる2次 性変化によるものと考えられた.

本症例の確定診断は切除標本の病理組織検査所見に

委ねられた。一方,文献的には消化管に発生 した AGA

は,好 酸球″
性胃腸炎 (eosinophilic gastroenteritis;以

下,EECと 略す る)りと画像検査所見が類似 してい

た1の
。また,EEGは 血管炎を伴わず消化管への好酸球
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浸潤 と組織浮腫を特徴 とする疾患であるが,な かには

好酸球浸潤が著しいために血管炎や肉芽反応のみられ

た報告例
11)もある。さらに文献的にみると,好酸球浸潤

が筋層より深層にみられ,そ の病変部位の広が りが限

局的な EEGは ,本 症例の特徴的検査所見 に合致す

るより.本症例の血管炎は,間質内での著明な好酸球浸潤

アレルギー性肉芽腫性血管炎によって生 じた大腸狭窄の 1例   日 消外会誌

Fig。 4  Histopatho10gical inding of the resected specilnen in the subserosal

layer

A)The hypertrophic vascular stellosis invaded by eosinophilic innltration (H

E × 50)L:Lumen,Ad:Adventitia B)Eosinophilic iniltration showed by the

higher magnincation (HE × 100) C)The necrotising angitis with an oc‐

culusive thronlbus(HE × 40)D)A small extravascular granuloma consisted

with the macrophages(arrOw headi H E X100)

31巻  3号

はみられず漿膜下の血管壁 とその周囲に限局していた

ことから,組 織学的にAGAに よる炎症反応であると

考えられた。今後,い わゆる非定型的 CSSと EEGの

病態がオーバーラップすることが臨床診断上問題 とな

ることが考えられ,鑑 別診断基準を明確にする必要が

ある。

Table I Eight cases of the colonic lesions of the allergic granulomatous angitis (AGA)in Japan

Author
(year )

Age, Sex Chief
cornplalllts

Port ions Eosinophi
, 1 i a

Illevation of
the serum
Ig-E value

Distribution
of angitis Characterstic findings

Hirama
(1977)

IshitObi
(1979)

Yal■■arnoto
(1986)

Ota
( 1 9 9 2 )

Sasamoto
(1993)

(1轍rama

柚鱗
Ch

路汗
Se

22, A/1

66, F

55, F

64, F

35, F

43, lVI

5 0 ,  F

46, S/1

Diarrhea
A bdorninal pain

Pain dut to the
perforation

Melena

Diarrhea,
Abdominal pairT

Abdominal  pain,
Vomit ing

Abdominal
pain, Diarrhea

Right  abdominal
pain, Diarrhea

No complaints

Ｔ。ｔａ‐

ｃ。‐。ｎ
　

Ｓ

　

Ｔｏｔａ‐

ｃ。‐。ｎ
　

Ｄ” Ｒ

　

Ｄ” Ｒ

　

Ｓ” Ｒ

　

Ｃ

　

Ａ

十

十

十

十

+

十

Unknou'n

f

Unknown

Unknown

+

T

mm-mp

Unknown

Unknown

Unknown

Unknown

Unknown

mm,.'mp

SS

Autopsy CSS
Multiple ulcer.

Operation CSS

Biopsy CSS

Biopsy CSS
Multiple ulcer

Biopsy CSS
Multiple ulcer

Biopsy CSS
Thickeness of three layers

Appendectomy CSS

Opertion Modified CSS
Thickeness of three layers

C; Cecum, A:  ascending colon,  R;  Rectum, CSS; Churg-Strauss Syndrome
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消化管 に発生 した ACAの 法療方法は,閉 塞や穿孔

などの急性腹症による手術以外 はステロイ ド薬が第 1

選択である3)。しか し,本 症例のように確定診断が後 ら

れぬまま外科手術が行われ,切 除標本の病理組織学的

検査ではじめてステロイ ド治療が開始 された症例 は少

な くない と考 えられる.炎 症所見が乏 しい狭窄型の膜

炎に対 しては常にアレルギー性病変 も念頭に入れてお

く必要がある。 さらに,今 回のように主病変が深層で

ある症例 に対 して,術 前の確定診断方法について検討

する必要があ り,最 近普及の著 しい腹腔鏡による生検

診断が有用 となるであろう。本症例 は術前に確定診断

が得 られたならば,ス テロイ ドによる保存的治療 を行

うと同時 に血清中 Ig‐E値 の変動お よび注腸透視検査

による狭窄部の検討 を行 うことも可能であった。
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A Case Report of Colonic Stenosis due to Allergic Granulomatous Angitis
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A 46-year-old man was found to have occult blood in the stool in our hospital. A barium enema study
revealed regional stenosis of approximately B cm of the ascending colon. Furthermore, the colon was
found to have a thickening of three layers by abdominal CT scanning. The elevated value of the serum
IgE was 1730 EU. Under a tentative diagnosis of an infectious or an allergic colitis, partial resection was
performed. The pathological postoperastive diagnosis was allergic granulomatous angitis (AGA) with
eosinophilic infiltration at the predominant subserosal lesion. Colonic stenosis caused by AGA is very rare
in Japan. We report the experience performing an operation without a diagnosis established preoper-
at ively.

Reprint requests: chihiro Kawasaki Department of Surgery, Moriyama city Hospital
4-14 1 Moriyama, Moriyama 524,0022 JAPAN




