
はじめに

われわれは重複胆管の一方の上流に膵管が異常

合流している胆�癌症例を経験した．重複胆管と
膵管・胆管合流異常に胆�癌を合併した症例は，
欧米や本邦においてもきわめて少ない症例と思わ

れる．その合流異常の形態学的分類や胆�の発癌
および，その発生学について文献的考察を加えて

ここに報告する．

症 例

患者：75 歳，女性

主訴：下血

既往歴：35 歳時肋骨カリエス手術．

家族歴：妹，胃癌にて 60 歳で死亡．

現病歴：1991 年 2 月 25 日，大量の下血があり，

精査のため 3月 1日，箕面市立病院の外科を受診

した．外来にて消化管の検査を施行したが出血源

は明らかでなかった．貧血が持続し，腹部エコー

検査にて胆�内に腫瘤陰影（Fig. 1A）が認められ
た．1991 年 5 月 17 日に精査加療のために入院し

た．

入院時現症及び検査結果：身長 136cm，体重 35

kg，体格小，軽度の貧血を認める以外に異常な理

学的所見は認められなかった．腹部に腫瘤を触知

せず，平坦，軟であり，表在リンパ節の腫脹も認

めなかった．入院時検査ではヘモグロビン値が

10.4g�dl とやや低値を示したが，腫瘍マーカーは
すべて正常であった（Table 1）．DIC（drip infu-

sion cholangiography）＋腹部 CTにて胆�内に
3.8×2.7cmの腫瘍陰影が認められた（Fig. 1B）総

胆管の走行異常は描出されなかった．以上の所見

から胆�癌と診断し，平成 3年 6月 6日に開腹手
術を施行した．

手術所見および術中胆道造影所見：上腹部正中

切開にて開腹．腸管および腸間膜に古い腸結核の

炎症の跡と思われる線維性癒着と白色の結節を認
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われわれは重複総胆管でその一方に膵管が合流異常していた胆�癌の 1症例を経験した．
症例は 75 歳の女性で腹部エコー検査にて胆�内に腫瘤を認め，精査加療のため入院した．胆
�癌の診断のもとに開腹術を行い，拡大胆�摘出術の後，術中胆道造影を施行したところ，総
胆管が十二指腸に逆Y型に重複して開口し，その一方の肛側総胆管の上流に膵管が合流して

いた．重複総胆管，肝管切除し，総胆管空腸吻合による胆道再建術を行った．術後MRSA

腸炎を併発し，腎不全と多臓器不全に陥り，術後 30 日目に死亡した．胆�癌は易出血性で径
4cmの乳頭型腺癌にくわえ，胆�粘膜内に腺癌が多発していた．膵・胆管合流異常が膵液の胆
管内逆流を来し，慢性の化学的刺激が胆�癌を発生させたと推測される．これらの先天的な異
常は胎生初期の hepatic diverticulumの hepatic antrumや dorsal pancreas の形成・融合不全

によるものと思われた．
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Table　1　Laboratory data on admission

Amy 154 u/lWBC 4,400 /mm3

Lipase 31 u/lRBC 402 × 104 /mm3

Urea N 3.0 mg/dlHb 10.4 g/dl

Uric A 5.8 mg/dlHt 33.9 %

ChE 5,041 u/lPlt 25.1 × 10 /mm3

Cr 0.9 mg/dlTP 6.2 g/dl

T. Chol 237 mg/dlAlb 3.9 g/dl

ZTT 4.2 uGOT 14 u/l

AFP ＜ 5 ng/mlGPT 8 u/l

FBS 108 mg/dlALP 205 u/l

CEA 1.8 ng/mlLDH 306 u/l

CA 19-9 39 u/mlγ-GTP 12 u/l

FER 15 ng/mlHBe-Ag （－）

PIVKA� ＜ 1.0 AU/mlHBe-Ab （－）

HBc-Ab （＋）

HCV-Ab （－）

めた．胆�内に径 4cmの軟らかい腫瘤を触知し
た．肝臓を 1cm胆�床に付着させ，拡大胆�摘出
術，すなわち胆�摘出術と肝床切除術と肝十二指
腸間膜リンパ節廓清（R1）を行った．術中胆道造

影を行ったところ，総胆管は軽度拡張し，その下

部胆管は逆Y型に分岐重複して十二指腸に開口

しており，その 1方の肛側に開口する胆管の上流

に主膵管が合流していることが明らかになった

（Fig. 2A，2B）．胆汁中のアミラーゼ値は測定しな

かった．膵管が合流している胆管を膵管合流部よ

り肝側で結紮し，離断した．この分流手術で合流

異常による膵液の胆管への逆流は解消されたと考

えた．しかし，迅速病理検査で胆�管断端に癌組
織が残存していると診断されたため，総胆管，総

肝管切除と総肝管空腸吻合による胆道再建術を施

行した．

切除標本の肉眼的所見および病理学的所見：主

腫瘍は乳頭型で胆�底部にあり，その周囲粘膜に
も十数個の表面隆起型病変（II a）があり，胆�癌
が多発しているかmucosal spreading をおこして

いると思われた（Fig. 3A）．また切除したY字状の

総胆管に腫瘍は認めないが慢性の炎症を思わせる

粘膜�離が認められた（Fig. 3B）．その病理組織学
的検査の結果は，胆�内の主腫瘍の進達度は pm
の高分化管状腺癌であった（Fig. 4A）．その周辺部

粘膜に平磐隆起型の主腫瘍とおなじ高分化管状腺

癌の組織型をもった早期胆�癌が多発し，ほぼ胆
�全体が癌化していた（Fig. 4B）．胆�管粘膜は永
久標本で intestinal metaplasia が認められる pre-

cancerous lesion1）で，癌の発生や浸潤はなかった．

消化管出血はこの主腫瘍からの出血によるヘモビ

リアによると思われた．肝臓への浸潤および廓清

Fig. 1 A：Abdominal ultrasonograghy demonstrated papillary tumor in the gall-

bladder.

B：Abdominal CT after DIC demonstrated noninvasive papillary tumor in the gall-

bladder.
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したリンパ節に転移は認められなかった．胆道癌

取扱い規約2）によれば St（－），Gfbn，hep＋perit，

乳頭型＋表面隆起型，多発，tub1，pm，hinf0，

vs0，n1（－），bw0，hw0，ew0，で絶対治癒切除手

術であった．

術後経過：術後膵炎を疑う血中アミラーゼの上

昇は認めなかったが，術後 2日目から高熱，尿量

減少，頻回の水様性下痢があり，術後のMethicil-

lin Resistant Staphylococcus Aureus （ 以下

MRSA）腸炎と診断し，バンコマイシンなどの抗

生物質を投与した．肝床部のドレーンから胆汁の

混ざった血液の排出を認め，胆管空腸の吻合不全

をきたしたものと考え，輸血・輸液療法を行い，

重症管理を行ったが，急性腎不全に陥り，術後 30

日目に消化管出血，多臓器不全で死亡した．

考 察

重複胆管について：重複胆管は非常にまれな先

天性の奇形であり，Boyden3）が 1933 年に有史以来

の症例を検索し，分類し，その発生学的考察を加

えている．Goor4）が 1972 年に詳細な報告をしてい

る．本邦では 1988 年に斎藤ら5）が本邦での重複胆

管症例の集積を行い，I型～IV型に分類し，その

形態的分類を試みている．Goor4）や斎藤5）に従え

ば，この症例は総胆管より分岐する型（bifid chole-

dochus）で II 型に分類される．

膵・胆管合流異常について：膵・胆管合流異常

については，術中胆道造影の所見から「膵管およ

び胆管が十二指腸壁外で合流し，壁内括約筋機能

が同部位にまで及ばないもの」との診断基準6）をみ

たしている．本症例はYamauchi ら1）の報告にある

「総胆管が�胞状を呈さず，膵管が総胆管に合流す

Fig. 2 A：Intraoperative cholangiography of this pa-

tient demonstrated Y-shaped bifid choledochus

drained into duodenum and anomalous junction of

pancreaticobiliary duct . B：Schema of these ano-

malies and ligated and resected site of the Y-shaped

Bifid choledochus on the first operation（arrow）.

Fig. 3 Macroscopic appearance of resected gallblad-

der（3A）and inner surfase of Y-shaped bifid chole-

dochus（3B）. Note the irregular surface of gallblad-

der mucosa surrounding the main tumor.
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る P-C タイプの合流異常」に属し，膵液が胆汁と

混ざり，phospholipaseA2, lysolecithin1）などの化学

物質が胆道，特に胆�に慢性の化学的刺激を与え，
carcinogen として作用し，高頻度に胆�癌を発生
させるリスクをもった先天的異常であると考えら

れた．

重複胆管および膵・胆管合流異常について：古

川ら7）の 1998 年の報告では，重複胆管の本邦の報

告例はERCPなどの普及により近年報告例が増

え，44 症例あり，そのうち 9例に膵・胆管合流異

常を合併しており，自験例を入れれば 5例の胆�
癌合併があったと述べている．

このことから考えると重複胆管の発生機転は

膵・胆管合流異常と同様に胎生初期における発生

異常と考えられる．

Boyden3），Sadler8），大井9）によれば胎生 4週か

ら 8週にかけて胆管や膵管はつぎのような発生と

進展をとげると考えられている．すなわち，he-

patic diverticulumのうち将来総胆管になるべき

hepatic antrumは， はじめは solid stage にあり，

上皮の再開通がおこり総胆管が開通する．その上

皮の再開通が 2本に分岐しておこれば本症例のよ

うな bifid choledochus になると推測される．また

前腸から十二指腸が発達して来るが，十二指腸が

C-loop を形成するにつれて腹側膵は総胆管とと

もにC-loop の背側に回転し背側膵臓と融合する．

腹側膵から将来の主膵管となるべきWirsung

duct が乳頭部の総胆管に開口する．この開口位置

が総胆管の上流になれば，この症例のような膵・

胆管合流異常が発生すると推測された．十二指腸

の乳頭部からその発生を考察すれば，Schwegler10）

の「primitive ampulla は two ostia をもち，inferior

ostiumが退化し，superior ostiumがいわゆる pa-

pilla Vater になる．」という説をふまえて，田中11）

は「superior ostiumの退化および inferior ostium

の開存が生じ，さらにmesenchyme による隔壁形

成が不良の時には，胆管に膵管が合流する型の合

流異常が生じる」と推測し，Primitive Ampulla

Theory を 1993 年にたてている．この説に従え

ば，2つの胆管開口部が開存したまま，mesen-

chyme による隔壁形成が十二指腸乳頭部におこ

り，隔壁形成不良のまま inferior ostiumの胆管に

膵管が合流したと考察すれば，bifid choledochus

と膵・胆管合流異常の発生が一元的に考えること

ができる．いずれにせよ，75 歳で発生した胆�癌
が，生まれる前の胎生初期にその原因を求めるこ

とができる．なお術中迅速病理診断で胆�管断端
が癌細胞陽性と診断されたが，後の永久標本によ

れば precancerous lesion であり，癌細胞は認めら

れなかった．retrospective にみれば，断端が陰性

であれば，膵管が合流している総胆管を膵管が合

流している上流で結紮切離する分流手術により手

術を終了しえた．それとともに胆道系の術中迅速

病理診断の難しさと限界を感じている．
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A Case of Gallbladder Cancer with Duplication of Common Bile Duct and
Anomalous Junction of Pancreaticobiliary Duct
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We treated an extremely rare case of gallbladder cancer with duplication choledochus and anomalous
junction of the pancreaticobiliary duct. A 75-year-old woman was admitted to the Department of Surgery at
Minoo City Hospital for evaluation of a gallbladder tumor and radical surgery of the biliary tract. Subsequent
examination including abdominal computed tomography（CT）indicated the tumor may be cancerous, so we
conducted extended cholecystectomy and lymphadenectomy of the hepatoduodenal ligament. Intraoperative
cholangiography showed the patient had an inverted Y-shaped double choledochus and anomalous junction of
the pancreaticobiliary duct. Intraoperative frozen section diagnosis suggested the cystic duct was involved
adenocarcinoma.

Additional surgery to resect the choledochus and reconstruct the biliary tract were then done. Unfortu-
nately the patient contracted severe postoperative colitis due to mechicillin-resistant staphylococcus aureus,
which developed into acute renal failure and gastrointestinal hemorrhage, with the woman dying on 30 post-
operative day due to multiple organ failure.
Permanent section histology of the cystic duct showed moderate mucosal atypia but no invasion or occur-

rence of adenocarcinoma. The gallbladder contained I polypoid and multiple adenocarcinoma foci induced by
chronic chemical irritation of bile mixed with pancreatic juice. These anomalies appeared due to maldevelop-
ment of the hepatic antrum in the hepatic diverticle and dorsal pancreas in the early fetal stage, but no em-
bryological conclusion could be made about these anomalies.
Key words：duplication of common bile duct, anomalous junction of pancreaticobiliary duct, gallbladder cancer
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